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Özet

Plevral efüzyonu olan olgularda belirti ve bulgular plevral efüzyona neden olan eti-

yolojiye ve sıvının miktarına bağlıdır. Semptomlar plevranın inflamasyonu, pulmo-

ner mekaniklerin bozulması, tuzak akciğer oluşumu, gaz değişiminde bozulma veya 

azalmış kardiyak output’a bağlı olabilir. Burada tuzak akciğer oluşmuş bir olguda 

dekortikasyon, plevrektomi ameliyatı sonrası akciğerin yeniden ekspansiyonunun 

sağlandığı, kan gazı ve solunum fonksiyon testlerinde düzelme olduğu görüldü. Biz 

bu olgu sunumu ile tuzak akciğerli hastalarda cerrahinin geç dönemde bile gel-

seler öncelikli tedavi seçenekleri arasında olması gerektiğini sunmayı amaçladık.

Anahtar Kelimeler

Plevral Efüzyon; Fibrinöz Plörit; Cerrahi

Abstract

The signs and symptoms in patients with pleural effusion depend on the amount 

of fluid and the etiology. The symptoms may be due to the pleural inflammation, 

deterioration of pulmonary mechanics, the formation of trapped lung, impairment 

of gas exchange or reduced cardiac output. This case showed that re-expansion 

of the lung and improvement in the blood gas and pulmonary function tests were 

achieved after the decortication and pleurectomy in a patient with trapped lung. 

We aimed in this case report that surgery should be having a priority of treatment 

options in late presenting patients with trapped lung.

Keywords

 Pleural Effusion; Fibrinous Pleuritis; Surgery
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Giriş
Plevra son derecede reaktif bir dokudur. Bu nedenle kan veya 
bakteriyel kontaminasyon gibi reaktif olaylar karşısında dam-
arlanma artışından ciddi fibrozise kadar bir dizi değişiklikler 
gösterir. Plevral boşluğun kontaminasyonu plevrada kapiller 
permeabiliteyi arttırarak plevral boşlukta eksüdatif bir sıvının 
toplanmasına yol açmaktadır [1;2]. Plevra yaprakları arasında 
enfekte materyal varlığı ampiyem olarak kabul edilir. Bu pa-
toloji çeşitli tedavi yöntemlerine rağmen yüksek mortalite ve 
morbiditeye sahiptir. Ampiyem kronikleştiğinde fibrozis nedeni 
ile aynı taraf hemitoraksta akciğer hapsolur, zamanla inter-
kostal aralıklar daralır ve fibrotoraks meydana gelir [3;4]. Te-
davi seçenekleri arasında cerrahi olarak plevrektomi ve dekorti-
kasyon ameliyatı yapılabilir.  

Olgu Sunumu
51 yaşında erkek hasta, son bir yıldır devam eden nefes darlığı, 
yorgunluk, halsizlik, gece terlemesi ve kilo kaybı şikâyetleri 
nedeni ile kliniğimize yatırıldı. Hikâyesinde dört defa plevra 
biyopsisi alındığı ve patolojik tanısının kronik fibrinöz plörit ile 
uyumlu geldiği öğrenildi. Fizik muayenede sağda solunum se-
sinin alınmadığı matitenin arttığı tespit edildi. Plevral mayi: glu-
koz: 115 mg/dl, LDH: 429 IU/L, proteğin: 3.2 g/dl idi. Laboratu-
var bulgularında: beyaz küre: 17.3 K/mm3, CRP: 178 mg/L, ESH: 
65 mm/h. Solunum fonksiyon ve kan gazı değerleri; preoperatif: 
FEV1: 2.49 (%68), FEV1/FVC: %102,  pH: 7.5, PO2: 71.6 mmHg, 
PCO2: 37.8 mmHg, sO2: 95.8, postoperatif (1. ay) FEV1: 2.74 
(%77), FEV1/FVC: %114,  pH: 7.44, PO2: 83.9 mmHg, PCO2: 
31.1 mmHg, sO2: 96.7 olduğu tespit edildi. Radyolojik olarak 
cerrahi öncesi ve sonrası postero-anterior akciğer grafilerinin 
görüntüsü izlenmektedir (Şekil 1: A,B). Hastanın akciğer ekspan-
siyonunun olmaması, tuzak akciğer bulgularının olması üzerine 
cerrahiye karar verildi. Hastaya sağ torakotomi ile dekorti-
kasyon, plevrektomi yapıldı (Şekil 2: A,B). Postopertif patoloji 
sonucu yine fibrinöz plörit olarak geldi.

Tartışma
Viseral ve pariyetal plevradaki fibrin depozitlerinin inflama-
tuar yanıttan sorumlu olduğunu ilk kez Samson 1955 yılında 
bildirmiştir [5]. İnflamatuar reaksiyonun dağılımı, etiyolojik 
nedenlere göre değişmekle birlikte kalın fibröz kabuktan, transu-
datif plevral efüzyonlarda ince membrana kadar değişik karak-
terde olabilmektedir. Plevral boşlukta biriken eksudatif karakter-
deki pürülan sıvı ve kalınlaşmış fibröz kabuk akciğerin hareketini 
ve ekspansiyonunu sınırlar, bu nedenlerle pulmoner kompre-
syona ve atelektaziye neden olur. Bizim olgumuzda da son bir 
yıldır devam eden eksudatif karakterli plevral sıvı nedeniyle kro-
nik fibrinöz plörit oluştuğu, sağ akciğerin tuzaklanmasına bağlı 
sağ hemitoraksın totale yakın fibrin depozitleri ile kaplanmış ve 
interkostal mesafelerin daralmış olduğu görüldü. Bu nedenle 
hastanın solunum kapasitesi ve kan gazı değerlerinin etkilendiği 
tespit edildi. Hastada bir yıl içerisinde alınan dört plevral biyop-
sinin kronik fibrinöz plöritle uyumlu gelmesi ve tarafımızdan bu-
nun teyit edilmesi sonucu hastaya torakotomi ile dekortikasyon 
ve plevrektomi  yapıldı.
Dekortikasyon ve plevrektomi kararı medikal ve minimal invaziv 
cerrahi yöntemlerin yetersizliğinde, klinik olarak hastanın du-
rumu değerlendirilerek verilir, başarısı uygun hasta seçimine 
bağlıdır. Dekortikasyon ve plevrektomide kalınlaşmış paryetal 
plevranın çıkartılmasından ziyade viseral plevra üzerindeki tüm 
fibrin depozitlerinin çıkartılması ve akciğerin tam ekspansiyo-
nunun sağlanması amaçlanmaktadır [5;6].
Rzyman ve ark. [7]  kronik plevral ampiyemde yapılan dekorti-
kasyon ve plevrektomi ameliyatının akciğer solunum fonksiyon 
testleri ve kan gazı üzerine etkilerini araştırdıkları çalışmalarında 
cerrahi sonrası istatistiksel olarak anlamlı düzelmelerin olduğunu 
bildirmişlerdir. Yine benzer şekilde Oruç ve ark. [8]  dekortikasyon 
ameliyatı yapılan erişkin hastaların ameliyat öncesi ve ameli-
yat sonrası arteriyel kan gazı analizi, solunum fonksiyon testi 
ve akciğer perfüzyon sintigrafilerinin karşılaştırarak yaptıkları 
çalışmalarında dekortikasyon ile akciğer üzerindeki baskının 
ortadan kalkması sayesinde akciğerde tekrar havalanma 
sağlandığını, akciğer solunum fonksiyonlarının erken dönemde 
kısmen olmakla birlikte zamanla eski fonksiyonlarına geldiğini, 
kan gazı oksijen değerinin ameliyat sonrası dönemde önemli 
oranda düzeldiğini bildirmişlerdir. Bizim olgumuzda da kan gazı 
değerlerinde daha belirgin olmakla birlikte  solunum fonksiyon 
testlerinde belirgin düzelme olduğu, (ameliyat sonrası erken 
dönemde PO2 satürasyonunda %12’lik artış) akciğer ekspansi-
yonunun klinik durumun başlangıcından bir yıl sonra yapılan cer-
rahiye rağmen sağlanabildiği, gece terlemelerinin kaybolduğu, 
fakat sağ hemitoraks hacmindeki küçülmenin postoperatif erken 
dönemde de devam ettiği, paryetal plevranın total çıkarılmasına 
rağmen interkostal mesafelerin tam düzelmediği gözlendi. 
Sonuç olarak; Kronik plevral efüzyon nedeniyle tuzak akciğer 
oluşmuş hastalara cerrahi olarak dekortikasyon, plevrekto-
mi yapılması postoperatif solunum fonksiyon testlerinde ve 
kan gazı değerlerinde anlamlı derecede, toraks asimetrisinde 
kısmen düzelme sağlamaktadır. Özellikle genç hastalarda plev-
ral efüzyona sekonder gelişmiş fibrinöz plörit ve tuzak akciğer 
olması durumlarında tedavi seçenekleri arasında cerrahinin 
öncelikli olarak düşünülmesi gerektiği kanaatindeyiz.

Şekil 1. PA akciğer grafisinde operasyon öncesi sağ hemitoraksta tama yakın hav-
alanma kaybı izlenmekte (A), PA akciğer grafisinde operasyon sonrası sağ hemi-
toraksda belirgin havalanma artışı gözlenmekte (B). 

Şekil 2. İntraoperatif tuzak akciğer ve dekortikasyon, plevrektomi görüntüsü. (A, B)
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Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Suicide Attempts with Sodium Hipochlorid Injection: Case Report 
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Özet
İntihar girişimi tüm yaş gruplarını etkileyen bir sağlık problemidir. Sıklıkla ilaç, 

ateşli silah veya ası yoluyla yapılır. 35 yaşında erkek hasta acil servisimize 112 

ekipleri tarafından intihar girişimi nedeniyle getirildi. Öyküsünden, yaklaşık 2 saat 

kadar önce intihar amacıyla her iki kolundan dirsek iç yüzüne İV yoldan çamaşır 

suyu enjekte ettiği öğrenildi. Fizik muayenesinde; sağ kolunda 3,5 cm çapında,  sol 

kolunda 3 cm çapında kırmızı renkli ekimoz ve ödem vardı. Sistemik bir bulgusu 

yoktu. Hasta 24 saatlik gözlem sonucunda taburcu edildi.

Anahtar Kelimeler
Acil; İntihar; Çamaşır Suyu

Abstract
A suicide attempt is a health problem affecting all age groups. Suicides are usu-
ally by medicine overdose, gun-shot injury and hanging. 35 year old male patient 
was brought to our emergency department by 112 EMS due to suicidal attempt. 
Approximately two hours before the story of both arms, by iv injection of sodium 
hipochlorid was learned that he wants to commit suicide. On physical examina-
tion, his right arm 3,5 cm in diameter and his left arm 3 cm diameter red color 
ecchymosis and edema was present. There was no evidence of sistemical patho-
logical finding. The patient was discharged after 24 hours of observation.
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Giriş
İntihar girişimi tüm yaş gruplarını etkileyen bir sağlık problemi-
dir. Sıklıkla ilaç, ateşli silah veya ası yoluyla yapılır. Literatürde 
sodyum hipoklorid enjeksiyonuyla  ilgili bir vaka bulunmuştur [1].  
Bu çalışmada çamaşır suyunun intravenöz (İV) yoldan enjeksi-
yonuyla intihar girişiminde bulunan bir vaka sunulmaktadır. 

Olgu Sunumu
35 yaşında erkek hasta acil servisimize 112 ekipleri tarafından 
intihar girişimi nedeniyle getirildi. Öyküsünden; yaklaşık 2 saat 
kadar önce intihar amacıyla her iki kolundan dirsek iç yüzüne İV 
yoldan, % 5 lik  çamaşır suyundan yaklaşık 10 ml enjekte ettiği 
öğrenildi. Bu şikayetle önce ilçe devlet hastanesine gitmiş, 
daha sonra hastanemize sevk edilmiş. Hastanın asker olduğu 
ve İV enjeksiyon konusunda eğitim almadığı, iğneyi dirsek ön 
yüzüne saplayarak, kan gelene kadar pistonu çekerek ilerlediği, 
kan gelince de enjeksiyonu yaptığı öğrenildi. Fizik muayenede  
hastanın genel durumu iyi, bilinç açıktı. Kan basıncı 120/80 
mmHg, Nabız 80/dakika idi. Sağ kolunda 3,5 cm çapında,  sol 
kolunda  3 cm çapında  kırmızı renkli ekimoz ve ödem (Resim1-2) 

vardı. Sistemik zehirlenme bulgusu yoktu. Hastaya 4 litre/dakika 
oksijen verildi. Hastanın diğer hastanede el bileğinden açılan 
damar yolları çıkarılarak daha proksimalden damar yolu açıldı. 
Hastanın tam kan, biyokimya ve arteryel kan gazı sonuçları 

normaldi (pH=7,35, pO2=95 mmHg, pCO2=38 mmHg, AST=30 
IU/L, ALT=25 IU/L). Her iki dirsekten Doppler Ultrasonografik in-
celeme yapıldı. Damar yapılarının sağlam olduğu görüldü (Resim 
3-4). Hasta 24 saatlik gözlem sonrası taburcu edildi.

Tartışma
Çamaşır suyu evlerde temizlik amacıyla yaygın olarak kullanılan 
bir kimyasal çözeltidir. Kazayla oral yoldan alınmasına bağlı 
olarak ölüm vakaları bildirilmiştir. Solunum yoluyla maruziyet 
sonucu nefes darlığı ve akciğer ödemi gelişebilmektedir [2;3].
Hoy [1], kaza ile hemodiyaliz sıvısına çamaşır suyu karıştırılan 
bir vaka bildirmiştir. Hastada bu kaza sonucu yaygın hemo-
liz, siyanoz, serum elektrolitlerinde ani düşme, hiperkalemi ile 
kalp ve solunum durması geliştiğini bildirmiştir. Gelişen kalp 
ve solunum durmasını da hiperkalemiye bağlamıştır. Hastanın 
Sodyum tiyosülfat ile tedavi edildiğini ve iyileştiğini bildirmiştir. 
Bizim hastamızda çamaşır suyunun sistemik dolaşıma 

Resim 1. Hastanın sağ kolunda ödem ve ekimoz

Resim 3. Hastanın sağ kol doppler ultrasonografik inceleme görüntüsü

Resim 4. Hastanın sol kol doppler ultrasonografik inceleme görüntüsü

Resim 2. Hastanın sol kolunda ödem ve ekimoz
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geçmemiş olması nedeniyle bu tür sistemik komplikasyon-
lar görülmemiştir. Herrman [3], tedavi amaçlı çamaşır suyu  
kullanımının lokal komplikasyonları arasında lokal ağrı ve ödem 
olduğunu bildirmiştir. Froner [4], ise intihar amaçlı 300mg oral 
diazepam  ve 0.3 ml, %5.25’lik çamaşır suyu solüsyonu alan bir 
hasta bildirmiştir. Hastada çamaşır suyu enjeksiyonuna ait her-
hangi bir lokal bulgu olmadığını bildirmiştir. Bizim hastamızın 
ise her iki kolunda lokal ödem mevcuttu. Yapılan Doppler Ultra-
sonografik inceleme sonucu damarlarda akımın normal olduğu 
görüldü. Hastanın  enjeksiyon eğitimi almamış olması nedeni-
yle intihar girişimi başarısız olduğu düşünülebilir. Çamaşır suyu 
sistemik dolaşıma geçmemesi sonucu ciddi olabilecek kom-
plikasyonlar görülmemiş olabilir. Ayrıca son dönemde üretilen 
çamaşır sularının, düşük konsantrasyonda üretiliyor olması 
ölümcül komplikasyonları önlemiş olabilir.
Çamaşır suyu alkali yapıda kimyasal bir çözeltidir. Kazayla veya 
intihar amaçlı olarak alınması ciddi sonuçlara yol açabilir. He-
moliz ve hiperkalemiye bağlı olarak kalp ve solunum durması 
gelişebilir. Sağlık çalışanları bu konuda uyanık olmalıdır. 

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Özet
Persistan sol süperior vena kava anomalisi en sık gözlenen konjenital ven anoma-
lisidir. Genel populasyonda %0.5 oranında gözlenir. Persistan sol süperior vena 
kava anomalisine atrial septal defekt, ventriküler septak defekt, biküspit aorta, 
aort koartkasyonu ve kor triatriatum gibi kardiyovasküler anormallikler %3-10 
oranında eşlik eder. Diskret subaortik membran yetişkinlerde subaortik stenozun 
nadir nedenleri arasındadır. Aort kapağın altında fibröz veya fibromuskuler yüzük 
şeklinde oluşan diskret aortik mebran izole olarak görülmesinin yanında konjenital 
kardiyak anomalilerle birlikte de görülebilir. Biz de ilk kez subaortik diskret memb-
ran ile persistan sol süperior vena kava birlikteliğini tanımladık.

Anahtar Kelimeler
Persistan Sol Süperior Vena Kava; Subartik Diskret Membran; Transtorasik Eko-
kardiyografi

Abstract
A persistent left superior vena cava is the most common congenital anomaly in-
volving the systemic veins. It occurs in approximately 0.5% of the general popula-
tion and 3% to 10% of patients with other cardiovascular abnormalities including 
atrial septal defect, ventricular septal defect, bicuspid aortic valve, coarctation 
of aorta, and cor-triatriatum. A discrete subaortic membrane is a rare cause of 
subaortic stenosis in adult. It may present as in an isolated form as fibrous or 
fibromuscular ring below the aortic valve or in association with other congenital 
anomalies. This is the case of a persistent left vena cava superior associated with 
a subaortic discrete membrane.

Keywords
Persistent Left Superior Vena Cava; Subaortic Discrete Membrane; Transthoracic 
Echocardiography

Sait Demirkol1, Şevket Balta2, Murat Ünlü3, Zekeriya Arslan3, Mustafa Kürklüoğlu4

 1Gülhane Askeri Tıp Akademisi Kardiyoloji Bilim Dalı, Ankara, 2Beytepe Asker Hastanesi Kardiyoloji Kliniği, Ankara,
3Gelibolu Asker Hastanesi Kardiyoloji Kliniği, Çanakkale, 4Gülhane Askeri Tıp Akademisi Kalp Damar Cerrahisi Bilim Dalı, Ankara, Türkiye

Çalışma 01-04 Mart 2012 tarihinde Antalya’da Maxx Royal Kongre Merkezi’nde
 8. Kardiyoloji ve Kardiyovasküler Cerrahide Yenilikler Kongresinde pp-180 sayılı poster olarak sunulmuştur. 

Journal of Clinical and Analytical Medicine  | 349



 | Journal of Clinical and Analytical Medicine

Persistan Sol Süperior Vena Kava ve Subaortik Diskret Membran / Persistent Left Superior Vena Cava and Subaortic Discrete Membrane

2

Giriş
Persistan sol süperior vena kava (PSSVK) sistemik ven anoma-
lilerinin en sık nedenidir. Genel populasyonda %0.3-0.5 oranın-
da görülür ve bu hastaların da %1.5-10’u atrial septal defekt, 
ventriküler septak defekt, biküspit aorta, aort koartkasyonu ve 
kor triatriatum gibi diğer konjenital kalp anomalileri ile birlikte-
dir[1]. Persistan sol süperior vena kava izole veya kompleks pa-
tolojinin kompenenti olması  farklı klinik sonuçlara neden ola-
bilir.
Sol ventrikül çıkım yolunda gradient oluşturan subaortik diskret 
membran   nadir görülen kardiyak anomaliler arasındadır. Suba-
ortik diskret membran sol ventrikül çıkış yolunda darlığa  neden 
olması açısından klinik olarak önem arz etmektedir.  Subaor-
tik membran  izole olarak veya kompleks anatomik bir defektin 
komponenti olarak ortaya çıkabilir[2]. Subaortik diskret memb-
ran  diğer konjenital kalp hastalıklarına   %6.5 oranında eşlik et-
mektedir[3]. Biz burada  persistan sol süperior vena kavaya su-
baortik diskret membranın eşlik ettiği vakayı tanımladık.  

Olgu Sunumu
Yirmi dört yaşında erkek hasta kliniğimize çarpıntı ve nefes dar-
lığı şikayeti ile başvurdu. Hastanın özgeçmişinde özellik yoktu. 
Fizik muayenesinde  arteryel tansiyonu 130/80 mmHg, kalp hızı 
80/dk ve   sağ ikinci interkostal aralıkta 2/6  sistolik üfürüm du-
yuldu. Rutin kan biyokimyası normal sınırlarda idi. Çekilen isti-
rahat EKG’si normal sinüs ritmindeydi ve patolojik bulgu yok-
tu. Posterior anterior akciğer grafisinde patoloji saptanmadı. İki 
boyutlu transtorasik ekokardiyografisinde (2-D TTE) sol ventri-
kül sistolik fonksiyonları,  tüm kalp boşlukları normaldi. 2-D TTE 
parasternal uzun eksen görüntüde  koroner sinüs dilatasyonu ve  
sol ventrikül çıkış yolunda septumda subaortik membran sap-
tandı (Resim 1A).  2-D TTE apikal dört oda görüntüde CW Dop-
ler ile subaortik bölgede diskret membrana bağlı 30/15 mmHg 
gradient saptandı (Resim 1B). Koroner sinüs dilatasyonu nede-
niyle PSSVK tanısı doğrulamak için 2-D TTE apikal dört oda gö-
rüntüsüyle  hastaya sol antekubital venden  ajite salin enjeksi-
yonu  yapıldı. Ajite salin sonrası sırasıyla koroner sinüs, ardın-
dan sağ atrium ve sağ ventrikülde kontrast  doluşu gözlendi (Re-
sim 2) ve hastaya persistan sol süperior vena kava  tanısı kondu. 
Bu hastaların ileri yaşlarda subaortik diskret membran nedeniy-
le ciddi aort darlığına bağlı cerrahi  tedavi gerekebilir. Bu has-
talarda patoloji bilinmediğinde yapılacak santral venöz girişim-
ler ciddi komplikasyona neden olabilir. Bu nedenle hastaya dü-
zenli ekokardiyografi kontrolleri önerildi. Ayrıca hastaya yapıla-
cak olası santral venöz girişimler öncesi sağlık personelini uyar-

ması önerildi. Biz de klinik önemi nedeniyle bu nadir birlikteliği  
sunmayı uygun bulduk. 

Tartışma
Persistan sol süperior vena kava genellikle başka nedenle ya-
pılan tetkikler esnasında tesadüfen saptanır. PSSVK %90 ora-
nında sağ atriuma koroner sinüs aracılığı ile bağlanırken, %10 
hastada direkt sol atriuma açılır[1].  PSSVK embriyolojik hayat-
ta sol anterior kardinal venin proksimal parçasının  gerilememe-
si sonucunda  sol superior vena kava direk olarak  koroner sinü-
se açılır. Artan venöz dönüşe bağlı olarak koroner sinüs zaman-
la dilate olur. 
PSSVK asemptomatik bir patoloji olmasına rağmen, kalıcı ka-
teter ve  kalp pili amacıyla venöz girişim yapılacak hastalarda 
anatomik varyasyondan dolayı klinik önem arz etmektedir [4]. 
Çünkü bu hastalarda patoloji önceden bilinmediğinden yapıla-
cak girişime bağlı olarak ciddi komplikasyonlar gelişebilir. 
PSSVK’ya atrial septal defekt, ventriküler septal defekt, kor tri-
atriatum,  biküspit aorta ve aort koartkasyonu gibi birçok kar-
diyak anomali eşlik etmektedir. Biz burada  PSSVK’ya nadiren 
eşlik eden diskret subaortik membran birlikteliğini tanımladık. 
Diskret subaortik membran yetişkinlerde subaortik stenozun na-
dir nedenleri arasındadır. Bu patoloji aort kapağın hemen altın-
da fibröz veya fibromusküler ring şeklinde izole olabileceği gibi, 
diğer konjenital anomalilere de eşlik edebilir[3]. 
Subaortik diskret membran  sadece subartik alanı etkilemekle 
kalmaz aynı zamanda oluşturduğu akım türbülansıyla komşu ka-
pakçıklarda anotomik bozukluklara neden olabilir. Bunun sonucu 
olarak  aort kapak yetmezliği veya darlığı, sol ventrikül fonksi-
yonlarında azalma ve infektif endokardite neden olabilir [2].  Bu 
hastalarda subaortik membran bağlı aort kapak darlığında za-
manla artış olabilir. Bu durum  kendini klinik olarak efor kapasi-
tesinde azalma, nefes darlığı, aşırı yorgunluk ve çarpıntı yakın-
ması ile gösterir[5]. Ayrıca hastalarda ani hemodinamik bozuk-
luklar ve ateş yüksekliği gibi semptomlar akla enfektif endokar-
dit olasılığını getirmelidir.
Bizim vakamızda subaortik diskret membrana bağlı hafif dere-
ce aort kapak üzerinde gradiyent vardı. Hastanın şikayetleri her 
ne kadar aort kapak darlığına bağlı şikayetlere benzese de;  ak-
ciğer grafisinin normal olmasının yanında  ekokardiyografik ola-
rak da hafif derecede aort darlığı saptanması hastanın şikayet-

Resim 1. Transtorasik ekokardiyografi parasternal uzun eksen görüntüde  koroner 
sinüs dilatasyonu ve  sol ventrikül çıkış yolunda septumda subaortik membran (A) 
ve apikal dört oda görüntüde CW Dopler ile subaortik bölgede diskret membrana 
bağlı 30/15 mmHg gradient saptanması(B).

Resim 2. Transtorasik ekokardiyografide apikal dört oda görüntüsüyle  hastaya 
sol antekubital venden  ajite salin enjeksiyonu   sonrası sırasıyla koroner sinüs, 
ardından sağ atrium ve sağ ventrikülde kontrast  doluşunun gözlenmesi.
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lerinin kardiyak nedene bağlı olmadığını tespit etmemizde yar-
dımcı oldu. Bu nedenle hastaya bu şartlarda ek tedavi düşünül-
medi ve rutin ekokardiyografik kontroller önerildi.  Bu bağlam-
da, bu tür hastaların  erken yaşlarda tespit edilip gerektiğinde 
tedavi edilmeleri ileride oluşacak geriye dönüşümsüz patoloji-
lerin oluşumuna engel olur.  Aortik odakta sistolik üfürüm tes-
pit edilen genç hastalar mutlaka ekokardiyografi ile subaortik 
membran açısından değerlendirilmelidir. 

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Abstract
Myasthenia gravis is an autoimmune disease affecting primarily postsynaptic 
junction. It is characterized by the weakness and fatigability of voluntary muscles. 
Acute exacerbations may be life- threatening because of respiratory failure or 
swallowing difficulties. A 24 year old male patient who had weakness and tired-
ness for about 4-5 months, was admitted to the intensive care with respiratory 
failure and difficulty in swallowing. Myasthenia gravis was diagnosed with future 
investigations.The patient who was admitted to our hospital for IVIG treatment 
stayed 28 days in Intensive-care unit (ICU) and patient was transferred for thy-
mectomy to another medical center. In this case,  the management of a  patient 
who was diagnosed as myasthenia gravis after admission to ICU, with respiratory 
failure and pnemonia, factors affecting myasthenic crisis and acute attack treat-
ment were discussed.
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Özet
Myastenia gravis primer olarak postsinaptik bileşkeyi etkileyen otoimmün bir 

hastalıktır. İstemli kaslarda kuvvet kaybı ve kolay yorulmayla karakterizedir. Akut 

ataklar solunum yetmezliği ve yutkunma güçlüğüyle hayatı tehdit edebilir. Bun-

dan 4-5 ay önce halsizlik ve yorgunluk şikayetleri başlayan 24 yaşında erkek has-

ta  nefes almada ve yutkunmada güçlüğün artması üzerine yoğun bakıma alındı. 

Pnömoni tespit edilen hasta, ileri tetkiklerinde myastenia gravis tanısı aldı. İntra-

venöz İmmunoglobilin (IVIG) tedavisi için merkezimize kabul edilen hasta 28 gün-

lük yoğun bakım takibinden sonra timektomi için dış bir merkeze yönlendirildi. Bu 

olgu sunumunda, pnömoni ve solunum yetmezliği ile yoğun bakıma kabulü sonra-

sında myastenia gravis tanısı alan bir hastanın yoğun bakım yönetimi, myastenik 

krizi tetikleyen faktörler ve akut atak tedavisi tartışılmıştır.

Anahtar Kelimeler
Myastenia Gravis; Pnömoni; İmmunoglobulin
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Giriş
Myastenia gravis (MG) primer olarak postsinaptik bileşkeyi et-
kileyen otoimmün bir hastalıktır.  Hastaların %85-90’ında Ig G 
asetilkolin reseptör antikorları bulunur (Anti-AchR) [1]. Egzersiz-
le artan kuvvet kaybı ve kolay yorulma ile kendini gösterir. Has-
talığın insidansı 1/300.000’dir ve genç kadınlarla, yaşlı erkekler-
de sık görülür [2]. Solunum yetmezliği ve yutkunma güçlüğü ha-
yatı tehdit edebilir. Myastenia gravisli olguların akut atak te-
davisinde, kortikosteroidlerin, immün sistemi baskılayan ajan-
ların, plazmaferezin ve intravenöz immünoglobulin tedavisinin 
yeri vardır [2]. Antikolinesterazların tedaviye eklenmesi öneril-
mektedir. Tedavi hem sinir-kas kavşağı hem de immün sistem-
deki fonksiyon bozukluğuna yönelik olmalıdır.
Bu olgu sunumunda pnömoni ve solunum yetmezliğiyle yoğun 
bakıma kabulü sonrasında myastenia gravis tanısı alan bir has-
tanın yoğun bakım yönetimi ele alınmıştır.

Olgu Sunumu
Yirmidört  yaşında erkek hastanın  4-5 ay kadar önce gelişen  
güçsüzlük şikayeti mevcutmuş. Son iki hafta içinde gelişen ne-
fes almada ve yutkunma da güçlüğü olan hasta solunum sıkın-
tısının giderek artmasıyla dış merkeze başvurmuş. Dış merkez-
de yapılan incelemede, tam kan sayımında beyaz küre: 22.800 
ve nötrofil: 82.3% nötrofil hakimiyeti gözlenmiş. Genel durumu 
kötüleşen ve bilinç bulanıklığı gelişen ve arteriyel kan gazında 
pH:7.198, pCO2:85.5, pO2:22 olan hasta entübe edilmiş. Çekilen 
toraks  tomografisinde sağ akciğer alt lobda peribronşiyal ka-
lınlaşma ve yer yer retikulonodüler görünüm tespit edilmiş.(Re-
sim 1) Ön mediastende yaklaşık 2 cm çapında içerisinde mili-

metrik 1-2 adet kalsifikasyon bulunan ve muhtemelen timusa 
ait yumuşak doku dansitesinin mevcut olduğu gözlenmiş.(Resim 
2) Kranial BT, üst abdomen BT, alt abdomen BT, Kraniyel MR ve 
servikal MR görüntülemeleri normal olan hastaya pnömoni ta-
nısı konularak, meropenem 3x1gr. ve vankomisin 1x1gr. tedavi-
si başlanmış. CRP ‘si 141 olan hastada, SIMV modunda meka-
nik ventilatör desteği altında antibiyotik tedavisine devam edil-

miş. Antibiyoterapinin 6. gününde lökositozu ve CRP’si gerile-
yen hastanın Akciğer grafisinde infiltrasyon izlenmemiş. Ancak 
kas güçsüzlüğü ve solunum sıkıntısı devam eden hasta nöroloji-
ye devredilmiş. Yapılan EMG’sinde ileti hızları normal bulunmuş. 
Myasthenia gravis olduğu düşünülen hastaya pridostigmin te-
davisi (3x2) başlanmış.  Prednol puşe (250 mg) tedavisinin ar-
dından, prednol dozu 1 mg.kg-1 ‘a geçilerek  plazmaferez yapıl-
ması ya da IVIG tedavisi almak üzere hastanemize nakledildi.
Yoğun bakımımıza kabulünde hastanın genel durumu orta, bilinci 
açık, koopere ve entübeydi. Yapılan nörolojik muayenesinde üst 
ve alt ekstremite proksimalinde, sırasıyla -3/5 ve -2/5 güçsüz-
lük mevcuttu. Yoğun bakım ünitesine kabulünde hastanın rutin 
tetkikleri ve kan, idrar derin trakeal aspirat kültür örnekleri gön-
derildi. Nöroloji bölümüyle konsulte edilen hastaya pridostigmin 
tablet 6x1 başlanmasına, hastanemizde plazmaferez yapılama-
dığından, IVIG tedavisinin düzenlenmesine karar verildi. Hasta-
dan asetilkolin reseptör antikoru gönderildi. Asetilkolin reseptör 
antikoru düzeyi 150 nm.L-1 olarak geldi Pnömoni tedavisi İn-
feksiyon Hastalıkları Kliniği ile konsulte edildi. Kas sinir kavşağı-
nı etkileyebileceğinden, vankomisin tedavisi kesilerek, tedaviye 
meropenem 3x1 ile devam edilmesi uygun görüldü. IVIG tedavisi 
başlanabilmesi için, Ig A düzeyi görüldü. Düzeyi normal sınırlar-
daydı. IVIG tedavisi yönünden Kardiyoloji ve Dahiliye bölümlerin-
den konsultasyon istendi. EKG’si ve yatak başı EKO’sunda sisto-
lik fonksiyonları normal olan hasta, kardiyak açıdan stabil olarak 
değerlendirildi. Hastaya IVIG 0.4 mg.kg.gün-1 başlandı. Yoğun 
bakımda iki kür halinde 5 er gün IVIG tedavisi alan hasta, servis-
te de 1 kür daha IVIG tedavisi aldı.  Hastanın böbrek fonksiyon-
larında ve idrar çıkışı  takibinde sorun yaşanmadı. Hastanın kan 
basıncı radyal arterden, invaziv olarak izlendi. Derin trakeal as-
pirat kültüründe stafilokok lentus üremesi üzerine hastaya tei-
koplanin tedavisi başlandı. Hastaya yoğun bakıma yatışının 18. 
gününde  trakeostomi açıldı. Birinci kür IVIG tedavisi sonrasında 
1 kez ve ikinci kür tedaviden sonra 2 kez ekstübe  edilen hasta-
mız yüksek doz Iv-Ig tedavisine rağmen 1. ve 2. kür uygulama-
dan sonra kas güçsüzlüğünde tekrar artış olması üzerine ekstü-

Resim 1. Sağ akciğer alt lobda peribronşiyel kalınlaşma ve retikulonoduler görü-
nümde artış (ok ile işaretlenmiş bölge)

Resim 2. Ön mediastende 2 cm çapında, içinde milimetrik kalsifikasyonlar bulunan  
timus dokusu(okla işaretlenmiş).
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basyonlarından 24 saat kadar sonra, reentübe edildi. Ventila-
tör takibine SIMV+PS modunda PS:10 mbar, Tidal volum(TV):6 
ml/kg,frekans(f):12/dak, FiO2:0.5 PEEP:5mbar ile başlandı. Has-
ta ekstübasyon kriterlerini karşıladığında ekstübe edildi. Ancak 
ekstübasyonundan 24 saat kadar sonra kas güçsüzlüğü artan 
hastanın reentübasyonu gerekti. Yoğun bakımımıza kabulünün 
25. gününde mekanik ventilatörden ayrılan ve pnömoni tedavi-
si tamamlanan hasta, yoğun bakımımıza yatışının 28.gününde 
servise nakledildi. Hasta  timektomi için bir başka merkeze yön-
lendirilerek taburcu edildi.

Tartışma
Myastenia gravis istemli kaslarda zayıflık ve kolay yorulmay-
la karakterize otoimmün bir   hastalıktır. Jeneralize olguların 
%90’ında nikotinik asetilkolin reseptörlerine karşı gelişen Ig G 
ototantikorları mevcuttur [3]. Akut myastenik krizler yutkunma 
ve solunum güçlüğü nedeniyle hayatı tehdit edebilir. Bulbar ve 
respiratuar kasların güçsüzlüğüne bağlı olarak gelişen solunum 
yetmezliği ve trakeal sekresyonların olası aspirasyonu sonrası 
gelişen pnömoni hastamızda altta yatan myastenia gravisi te-
tikleyerek, myastenik kriz gelişimine yol açmış olabilir [4]. Myas-
tenik olguların akut tedavisine başlamadan önce krizin myaste-
nik ya da kolinerjik kökenli olduğunun ayrımı yapılmalıdır [5]. Bi-
zim olgumuzda, hasta pnömoni teşhisiyle yoğun bakım ünitesi-
ne kabulünden sonra myastenia gravis tanısı aldığından pros-
tigmin testine gerek duyulmadı.
Myastenia gravisli olgularda kardiyak sorunlar, enfeksiyon, yük-
sek doz kortikosteroid  kullanımı veya steroidin ani kesilmesi 
myastenik krizi tetikleyebilir [3]. Myastenia gravisli olgularda, 
kas-sinir kavşağını etkilediği bilinen aminoglikozid, makrolid, ve 
florokinolon grubu antibiyotiklerin myastenik krizi tetikleyebile-
ceği bilinmektedir. Gentamisin, tobramisin ve amikasin asetil-
kolinin presinaptik salınımını etkiler [6]. Eritromisin nöromus-
kuler iletiyi presinaptik yolak üzerinden etkileyerek, myastenik 
krizi tetikleyebilir. Azitromisin ve telitromisin kullanımına bağ-
lı tetiklenen myastenik ataklar bildirilmiştir [6]. Bizim olgumuz-
da da pnömoni tedavisi için meropenem ve vankomisin tedavisi 
başlanmıştı. Bu antibiyoterapi kombinasyonu varolan myasteni 
atağını daha da artırmış olabilir.
Kortikosteroidler imünsupresif etkilerinden dolayı myastenia 
gravisin tedavisinde etkili olmalarına rağmen, iyonik kanallar 
aracılığıyla asetilkolin reseptörünü  bloke eder ve kas kontrakti-
litesini olumsuz yönde etkileyebilir [7]. 
Myastenik kriz tedavisinde, IVIG ile ya da plazmaferezle dola-
şımdaki antikorların temizlenmesi, immün supresif tedaviyle 
AchR karşı gelişen otoantikorların sentezinin baskılanması öne-
rilmektedir. Bu olguda myastenik kriz tedavisinde kortikostero-
id ve IVIG kombinasyonu tercih edilmiştir. Plazmaferez ve im-
munadsorpsiyon ile plazmaferez IVIG tedavisine alternatif yön-
temlerdir. Özellikle, imunadsorpsiyon plazmaferez yöntemiyle 
AchR antikorları, replasman sıvısına ihtiyaç duyulmadan seçici 
olarak absorbe edilmektedir [3]. Klasik plazmaferez yönteminde 
ise, santral venöz kateter kullanımına ve  replasman sıvısı olarak 
verilen kolloidlerin kullanımına bağlı riskler söz konusudur [8].
İntravenöz immünoglobulin tedavisinin etkinliği ilk olarak idio-
patik trombositopenik purpurada (ITP) gösterilmiştir. Myaste-
nia gravisin akut atak tedavisinde intravenöz immunoglobulin 
1984’ten beri kullanılmaktadır [2]. İntravenöz immunoglobulinin 

5 gün 0.4-1 mg.kg-1 dozda immün yanıtı modüle ederek etki-
li olabileceği belirtilmektedir [2]. IVIG’nin AchR bağlanmak için 
kompetisyonu, Fc reseptör pozitif inflamatuar hücrelerin motor 
son plağa bağlanmasını engellenmesi olası etki mekanizmaları-
dır. MG ‘de klinik düzelme AchR’e karşı gelişen otoantikor düze-
yindeki azalmayla korele değildir [3].
IVIG tedavisiyle gelişebilecek yan etkiler, ateş, baş ağrısı, bu-
lantı, alerjik reaksiyonlar, akut böbrek yetmezliği, aseptik me-
nenjittir. Tedavinin maliyeti plazmafereze göre oldukça yüksek-
tir [2]. Bizim hastamızda tedavi süresince, baş ağrısı dışında bir 
yan etki gelişmedi. 
Myastenik krizle yoğun bakım ünitesine kabul edilen hastaların 
tedavisinde solunum parametrelerinin dikkatle izlenmesi ve ge-
lişen komplikasyonlara uygun destek tedavi önceliklidir. Myas-
tenik krizli olgularda, IVIG ve kortikosteroid tedavisi hayatı teh-
dit eden solunum yetmezliği ve yutma güçlüğünün ortadan kal-
dırılmasında tercih edilebilecek, etkin bir yöntemdir.
 Sonuç olarak, IVIG tedavisi altında hastaların ekstübasyon kri-
terlerini karşılamasına rağmen kas güçsüzlüğünün tekrarlayabi-
leceği akılda tutulmalıdır. Hastaların yoğun bakımda yatış süre-
sinin kısalması ve trakeostomiye gidişin engellenmesinde, plaz-
maferez veya IvIg ile birlikte uygun immün supresif ajanın kom-
binasyonuyla yapılacak ileri randomize kontrollü çalışmalar yol 
gösterici olacaktır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Karaciğerin primer sarkomları tüm karaciğer tümörlerinin %1’ini oluşturur. Bu 

sarkomların önde gelen iki histolojik tipi hepatik epiteloid hemanjioendotelyo-

ma ve anjiosarkomdur. Epitelioid hemanjioendotelyoma vasküler orijinli bir tü-

mör olup yumuşak dokuyu ve organları tutar. Karaciğerin primer epiteloid heman-

jioendotelyoması ilk kez 1984 yılında Ishak tarafından tanımlanmıştır ve insidan-

sı 1/100.000 dir. Çalışmamaızda patoloji departmanına kolanjiosellüler karsinom 

öntanısı ile gönderilen ve primer hepatik epiteloid hemanjioendotelyoma tanısı 

alan 68 yaşındaki kadın hasta literatür eşliğinde sunulmuştur. 
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Abstract

Primary sarcomas of the liver account for about 1% of all liver tumors. Two basic 

histological forms of these sarcomas are hepatic epithelioid hemangioendotheli-

oma and angiosarcoma. Epithelioid hemangioendothelioma is a tumor of vascular 

origin that involves soft tissues and organs. Primary epithelioid hemangioendo-

thelioma of the liver was first described by Ishak in 1984 and has an incidence 

of 1/100,000. We present a 68-year-old female case referred to the pathology 

department with an initial diagnosis of cholangiocellular carcinoma and diag-

nosed with primary hepatic epithelioid hemangioendothelioma with review of the 

literature. 
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Giriş
Karaciğerin primer sarkomları nadir görülmekte ve  tüm karaci-
ğer tümörlerinin yaklaşık %1’ini oluşturmaktadır. Bu sarkomla-
rın iki temel histolojik formu hepatik epiteloid hemanjioendotel-
yoma (HEH) ve anjiosarkomdur [1]. Epiteloid hemanjioendotel-
yoma, yumuşak doku ve organları tutan damar kaynaklı bir tü-
mördür [2]. İlk kez 1982 yılında Weiss ve Enzinger tarafından yu-
muşak dokunun endotelyal orijinli tümörü olarak tarif  edilmiştir 
[3]. Karaciğerin primer epiteloid hemanjioendotelyoması  ise ilk 
kez 1984 yılında İshak tarafından tariflenmiş bir tümör olup in-
sidansı 1/100.000 olarak bildirilmektedir [4].
Bu çalışmada kolanjiosellüler karsinom  ön tanısı ile patolojiye 
gönderilen ve primer HEH tanısı alan 68 yaşındaki kadın olgu li-
teratür eşliğinde sunulmuştur.

Olgu Sunumu
Beş yıldır diabetes mellitus tanısı ile izlenmekte olan 68 yaşın-
daki kadın hasta  karın ağrısı şikayeti ile hastanemizin gastro-
enteroloji bölümüne başvurmuştur. Yapılan abdominopelvik bil-
gisayarlı tomografide karaciğer sol lob medio-lateral segment 
bileşkesinde (falsiform ligaman trasesinde) 22 mm çaplı hipo-
dens yapıda solid kitle lezyonu saptanmıştır (Resim 1). Radyolo-

jik ön tanı intrahepatik yerleşimli kolanjiosellüler karsinom  ola-
rak raporlanmıştır. Preoperatif CEA (karsinoembriyonik antijen) 
ve AFP (alfa fetoprotein) düzeyleri normal sınırlarda olup sırası 
ile 1.89 ng/ml ve 1.23 ng/ml  ölçülmüştür. Kolanjiosellüler karsi-
nom ön tanısı ile operasyona alınan hastaya intraoperatif ultra-
sonografi (USG) yapılmış, sol lobda önceden tespit edilen kitleye 
ek olarak segment 8’de metastaz olarak yorumlanan 2 cm çap-
lı bir kitle daha saptanmıştır. Bunun üzerine sol lateral segmen-
tektomi yanısıra segment 8’den kitle eksizyonu ve kolesistekto-
mi uygulanmıştır. Cerrahi sonrası günlük dren debisi ilk gün 225 
cc, ikinci gün 200 cc olup kanamalıdır.   Karvezide tablet 150/2.5 
mg 1x1 oral,  Novalgin ampul 4x1 g intravenöz ve Aldolan am-
pul 100 mg  2x1 intramuskuler  verilmiştir. 5. günde dren çeki-
lerek hasta sorunsuz olarak taburcu edilmiştir. En son kontrolü 
operasyon sonrası 4. ayda yapılan hastada nüks ya da metas-
taz saptanmamıştır.
Patoloji Anabilim Dalı’na gönderilen 15x14x4 cm ölçüde kara-
ciğer segmentektomi materyalinin makroskopik incelemesinde 
1.7x1.5 cm ölçüde, kahverenkli, solid görünümlü tümöral lezyon 
saptanmıştır.  Ayrıca yollanan segment 8’e ait 3x2.5x2 cm öl-
çüde karaciğer rezeksiyon materyalinin makroskopik inceleme-

sinde 1.5x1.1 cm ölçüde gri beyaz renkte kalsifiye nodül görül-
müştür. Kolesistektomi materyalinin incelemesinde makrosko-
pik özellik saptanmamıştır.
Histopatolojik incelemede; segmentektomi ve metastaz kaydı 
ile gönderilen her iki dokuya ait mikroskopik kesitlerde kalsifi-
ye, hyalinize sklerotik stroma içinde hafif pleomorfizm göste-
ren, intrasitoplazmik  lümene sahip tümör hücrelerinin tek tek 
ya da küçük kapiller damarlar oluşturacak şekilde prolifere ol-
dukları görülmüştür (Resim 2). Rezeksiyon materyallerinde cer-

rahi sınırlar intakt olarak değerlendirilmiştir. Epiteloid karakter-
deki hücresel morfoloji nedeniyle patolojik olarak özellikle skle-
rozan tipte primer kolanjiokarsinoma , metastatik adenokar-
sinoma ekarte edilmeye çalışılmıştır. Damardan zengin yapısı, 
intrasitoplazmik lümen formasyonları nedeniyle de HEH baş-
ta olmak üzere sklerozan hemanjioma ve anjiosarkoma  ayırı-
cı tanıya alınarak  immünohistokimyasal inceleme yapılmıştır. 
Yapılan immünohistokimyasal boyamalarda tümör hücrelerinde 
CD31 pozitifliği saptanmıştır (Resim 2). CK7, CK20, TTF-1, He-
par, CA19.9 ve CK19 ile boyanma izlenmemiştir. Tümöral hüc-
relerde mitotik aktivite izlenmezken Ki 67 proliferasyon indek-
si çok düşük  bulunmuştur. Saptanan makroskopik, mikroskopik 
bulgular ve eşlik eden CD31 pozitifliği nedeni ile olgu HEH ola-
rak tanı almıştır. 

Tartışma
Epiteloid hemanjioendotelyoma yumuşak doku, akciğer, karaci-
ğer, kalp, beyin, tükrük bezi gibi birçok yerde gelişebilen bir tü-
mördür [4]. Karaciğer kaynaklı hemanjioendotelyoma genellik-
le erişkin kadınlarda izlenen, nadir görülen düşük dereceli ma-
lign bir neoplazmdır [5]. Ortalama görülme yaşı 41.7 olup  er-
kek/kadın oranını 2/3 olarak bildirilmektedir. HEH’in presentas-
yonu spesifik değildir, klinik belirtiler oldukça değişkendir. En sık 
izlenen  şikayet ya da bulgular karın ağrısı (%48.6), hepatome-
gali (%20.4), kilo kaybıdır (%15.6) [2,6]. Bizim olgumuz karın ağ-
rısı şikayeti ile hastaneye başvurmuştur. HEH’in etiyolojisi bilin-
memektedir ancak patogenezde karaciğere travma, oral kontra-
septifler, vinil klorid, torotrast, primer bilier siroz, hepatit B virü-
sü üzerinde durulmaktadır [7,8]. 
HEH genellikle karaciğerin periferinde yerleşen multipl lezyonlar 
şeklinde kendini gösterir ancak bazen bir lobda yerleşmiş unifo-
kal bir tümör şeklinde de saptanabilir.  Her iki karaciğer lobun-

Resim 1. Abdominopelvik bilgisayarlı tomografide karaciğer sol lobda hipodens 
yapıda solid kitle lezyonu

Resim 2. Kalsifiye, hyalinize sklerotik stroma içinde intrasitoplazmik  lümene sahip 
tümör hücreleri (Hematoksilen –Eosine , x200).
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da multipl nodüller görüntüleme yöntemlerinde metastatik tü-
mör nodülleri  şeklinde yanlış tanı alabilmektedir. Tanıda görün-
tüleme yöntemleri önemli olmakla birlikte bulgular spesifik de-
ğildir [5].  Ultrasonografide en sık olarak multipl hipoekoik lez-
yonlar saptanır [9]. Bilgisayarlı tomografide genelde periferde 
yerleşmiş ve kapsül retraksiyonuna neden olan düşük dansiteli 
patern gösteren multipl kitleler şeklinde izlenir [6]. Karabıçak ve 
ark. preoperatif görüntüleme yöntemleri ile karaciğerde 5 adet 
kitle saptanan ancak  intraoperatif USG ile kitle sayısının 10 ol-
duğu tespit edilen bir olgu sunmuşlar ve  tümöral kitlelerin sayı-
sını saptamak için intraoperatif USG’nin daha güvenilir olduğu-
nu vurgulamışlardır [10]. Bizim olgumuzda da intraoperatif USG 
kullanılmış ve ikinci bir tümör alanı saptanmıştır.
HEH’in kesin tanısının konması için morfolojik inceleme ve im-
münhistokimyasal çalışma gereklidir. Mikroskopik incelemede 
fibromiksoid stroma içinde  epiteloid hücreler ve iğsi dendri-
tik hücrelerden oluşan tümör izlenir [4,5]. Epiteloid hücreler, ge-
niş eosinofilik sitoplazmalı,  veziküler çekirdekli,  intrasitoplaz-
mik lümenlere sahip hücreler olup bu lümenlerin içinde eritrosit-
lerin varlığı dikkati çeker. Bu hücreler vasküler endotelyal köken-
li olduğundan Faktör VIII ilişkili antijen ile  veya diğer endotel-
yal işaretleyiciler olan CD31, CD34 ile pozitif boyanma gösterir-
ler. İğsi şekilli dendritik hücrelerde CD31 ve CD34 ile boyanma 
izlenmez [7]. Ultrastrüktürel incelemede bu hücrelerde iyi geliş-
miş bazal lamina,  pinositik veziküller, Wiebel-Palade cisimcikleri 
gösterilebilir [11]. Ayrıca intermedier hücre denen epiteloid  ve 
dendritik hücreler arasına saçılmış hücreler tarif edilmiştir [4,5]. 
Zamanla tümörün ortası sklerotik hale gelir. Tümörün periferin-
de tümör hücreleri sinüzoidleri, terminal hepatik venülleri, por-
tal ven dallarını invaze edebilir [5,8].   
HEH klinik gidişi tahmin edilemeyen bir tümördür. Yaşam süresi 
birkaç ay ile yıllar arasında değişmektedir. Yapılan çalışmalarda 
ilk haftalar içinde kaybedilen olgular  yanında 27 yıldır hastalık-
sız yaşayan olgular da bildirilmiştir [2,5]. Ishak ve ark.nın sundu-
ğu seride metastaz oranı %27 olarak bulunmasına rağmen di-
ğer hepatik malignitelerle karşılaştırıldığında daha ılımlı prog-
noza sahip olduğu düşünülmüştür [2]. Olgumuzun cerrahiden 4 
ay sonra yapılan son kontrolünde nüks ya da metastaz saptan-
mamıştır.
HEH’ de en çok kabul gören tedavi metodu rezeksiyon ve trans-
plantasyon olmakla birlikte çok nadir görülen ve klinik gidişi ön-
görülemeyen bir tümör olduğu için henüz kabul edilen kesin bir 
tedavi protokolü yoktur, ayrıca öne sürülen tedavi metodlarının 
etkinliğini bilmek ya da birbirleri ile kıyaslayabilmek günümüz-
de mümkün değildir. Rezeksiyon ve transplantasyonun yanı sıra 
kemoterapi, radyoterapi , immünoterapi de uygulanabilmekte-
dir. Lokalize lezyonlarda lobektomi kabul gören bir tedavi yönte-
midir. Karaciğer rezeksiyonu sonuçlarının iyi olduğu 1 yıl yaşam 
oranının %100, 5 yıl yaşam oranının %75 olduğu bildirilmekte-
dir [6]. Olgumuzda tümör segmentektomi ile çıkarılmış, ek teda-
vi verilmemiştir. Karaciğer transplantasyonu sonuçları da cesa-
ret vericidir. Ellidokuz hastayı kapsayan bir çalışmada 5 ve 10 
yıl yaşam oranı sırası ile %83 ve %74 olarak saptanmıştır [12]. 
Lenf noduna metastaz varlığı ya da uzak metastaz varlığı kara-
ciğer transplantasyonu sonrası yaşam süresini azaltmamakta-
dır, bu nedenle tümör yayılmışsa bile karaciğer transplantasyo-
nundan vazgeçilmemelidir [12,13]. Uraz ve ark. Yaygın karaciğer 
tutulumu yanı sıra akciğer, kemik metastazı saptanan  olgula-

rında   kadavradan karaciğer nakli yaparak 4 yıl sağkalım sağla-
dıklarını bildirmişlerdir [14].    
Patolojik incelemede  anjiosarkom  ayırıcı tanıya girmektedir. 
Bu iki tümörün tedavi ve prognozları farklıdır. Karaciğer trans-
plantasyonu HEH’ de tercih edilen bir tedavi metodu iken anijio-
sarkomda erken lokal nüks beklendiğinden önerilmemektedir, bu 
nedenle bu iki tümörün histopatolojik ayırımı önem kazanmak-
tadır. Her iki tümör de endotel hücre orijinlidir ancak anjiosar-
komda HEH’den farklı olarak anastomozlaşan vasküler boşluk-
lar mevcuttur, hücrelerde intrasitoplazmik lümen oluşumu ya da 
hyalinize sklerotik zemin izlenmez [1,7,8,15]. 
Sonuç olarak hepatik epiteloid hemangioendotelyoma çok na-
dir görülen, bu nedenle tedavisi ve prognozu henüz tam olarak 
bilinmeyen bir tümördür. Literatürde yayınlanan olgu sayısı art-
tıkça tedavi metodları ve prognoz açısından daha net bilgilere 
sahip olmak mümkün olacaktır. Klinik ve radyolojik olarak pri-
mer ya da metastatik malignitelerle karışma ihtimali yüksek ol-
duğundan patolojik incelemede akılda tutulması ve immünohis-
tokimyasal metodlarla ayırıcı tanısının yapılması önem arzet-
mektedir. 

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Klinefelter sendromu (KS) bir veya daha fazla X kromozomu nedeniyle gözlenen 

yaygın bir genetik bozukluktur . KS böyle derin ven trombozu ve pulmoner embo-

li gibi venöz tromboembolik olaylar için artmış bir risk oluşturmaktadır . KS’u ne-

deniyle hormonal dengesizlik ve bir veya daha fazla trombofilik faktörler hiperko-

agulibilite eğilimi artmıştır. Bu nedenle, Klinefelter sendromunda venöz trombo-

emboli gibi bir tıbbi geçmişi olan hastalarda göğüs bilgisayarlı tomografi (BT) gö-

rüntülemesi ve en az altı aylık bir süre için oral antikoagulan tedavi gereklidir. Kli-

nefelter sendromu tanısı alan 21 yaşındaki erkek hasta, 2 ay boyunca süren sol 

alt ekstremite ağrısı primer şikayeti ile hastanemiz acil servisine başvurdu. Derin 

ven trombozu (DVT) venöz doppler ultrasonuyla pulmoner tromboemboli ise toraks 

BT görüntüleriyle tespit edildi. Antikoagulan tedavisi sonrasında hastanın semp-

tomları iyileşti. KS olan hastalar trombofiliye yatkınlık olduğu için mutlaka endok-

rinolojik testler veya görüntüleme yöntemleri ile akut trombüs açısından değer-

lendirilmelidirler.
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Abstract
Klinefelter syndrome (KS) is a common genetic disorder caused by one or more 

supernumerary X chromosomes. KS poses an increased risk for venous thrombo-

embolic events such as deep venous thrombosis and pulmonary embolism. Kline-

felter syndrome is prone to hypercoagulability due to hormonal imbalance and 

one or more inherited thrombophilic factors. Therefore, patients with KS having a 

medical history of venous thromboembolism require chest computed tomographic 

(CT) images and oral anticoagulation therapy for a period of at least six months. A 

21 year old, male patient diagnosed with Klinefelter syndrome was presented to 

the emergency department of our hospital with primary complaints of left lower 

extremity pain lasting for 2 months. Deep venous thromboembosis (DVT) was 

diagnosed via venous doppler ultrasound and pulmonary thromboembolism in his 

chest CT images. Following anticoagulation treatment, his symptoms recovered. 

An endocrinologic test should be ordered in patients having klinefelter syndrome 

with a medical or familial history of venous thromboembolism as well as addi-

tional assessment of innate or acquired thrombophilia should be made.
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Introduction
Klinefelter syndrome is the most common congenital abnor-
mality leading to primary hypogonadism, developing in approxi-
mately one per thousand (1:1000) live male births [1]. Variation 
of 48,XXYY occurs in 1 in between 18,000 to 50,000 male births 
[2]. This syndrome has a numerical chromosome abnormality 
in males, characterized by the presence of one or more extra 
X chromosomes [3]. KS is also associated with an increased 
risk for venous thromboembolic events (VTEs) such as deep ve-
nous thrombosis (DVT) and pulmonary embolism (PE) . Recent 
studies report the prevalence of KS as 1 : 640 [4,5], and this 
makes KS the most prevalent aneuploidy in males and also the 
most common cause of male infertility. Despite the underlying 
mechanism remains unclear, it is believed to be related to a 
hypogonadism syndrome causing an increased synthesis and 
activity of plasminogen activator inhibitor-1 (PAI-1) and thus a 
decreased fibrinolytic activity [6]. It might be hypothesized that 
KS patients have also a higher risk to develop chronic thrombo-
embolism and chronic thromboembolic pulmonary hypertension 
(CTEPH) [7]. Herein, we presented a young male patient with KS 
who also had venous thrombosis, pulmonary thromboembolism 
and, protein C deficiency.

Case Report
A twenty one year-old male patient, diagnosed with KS (48, 
XXYY) during the sterility test, was presented to the emergency 
department of our hospital’s with the primary complaints of left 
lower extremity pain which lasted 6 months prior to admission. 
His body temperature was 37.1℃ . His blood pressure, pulse 
and respiration were 105/65 mm Hg, 115/minute and 22/min-
ute, respectively at the time of admission. Heart sounds yielded 
rapid pulse and no murmur was observed. Crackles were heard 
in both lower lungs on auscultation of the chest. On the elec-
trocardiography, ST-depression was observed in the V3, V4 and 
V5 areas but S1Q3T3 pattern was not observed. Increased right 
ventricular size and decreased right ventricular function were 
observed in the echocardiography. WBC was found as 9810/µL, 
Hb 15.7 g/dL and platelet 17700 K/mL on the peripheral blood 
test. Finding of inflammation with high sensitivity C-reactive 
protein 3.6 mg/dL (n:0-0.5) was revealed in an immunochemical 
serologic test. Blood urea nitrogen was found as 10.75 mg/dL, 
creatinine 1.0 mg/dL. The level of D-dimer was measured to 
be high at 8.98 ug FEU/ml (n:0-0.5). While the patient was on 
O2 mask 4 L, arterial blood gas analysis resulted in hypoxemia 
with pH 7.51, PCO2 26.3 mm Hg, PO2 71.4 mm Hg, HCO3 20.4 
mmol/L and O2 saturation of 92%. Protein C of the patient 49% 
(n:70 – 140%), protrombin (FII) polimorfism mutant, protein S 
124% (n: 60 – 130%) were determined in Table 1.

A contrast enhanced chest computed tomography was ordered 
with a suspicion of possible pulmonary thromboembolism, 
which revealed multiple thromboembolism in the main, lobar, 

segmental and subsegmental pulmonary arteries of both lungs 
(Fig. 1). Despite an O2 mask of 8 L O2 saturation of the patient 

dropped to 88-90%. On the persistent hypotension of 88/53mm 
Hg was observed, despite hemodynamic support, thrombolytic 
therapy (Alteplase: 100 mg over 2 hours) was administered. Ve-
nous doppler ultrasound performed revealed acute - subacute 
term thrombosis in the left external iliac vein, superficial femo-
ral vein, popliteal vein, common femoral vein, profound femo-
ral vein, and chronic term thrombosis in the left trifurcation.
The patient was administered anticoagulation therapy with low 
molecular weight heparin (enoxaparin: 60 mg subcutaneously 
every 12 hours for 7 days) and warfarin. 
Having observed venous thromboembolism at a young age, 
a screening test for immunologic diseases was performed 
to set the differential diagnosis of antiphospholipid antibody 
syndrome. All of the following were found to be negative: the 
findings of complement levels (C3, C4), antibody to anti-dou-
ble-stranded DNA antinuclear antibody (ANA), anticardiolipin 
antibody of immunoglobulin M and G, as well as lupus antico-
agulant and venereal disease research laboratory outcome. The 
patient was put on warfarin for anticoagulation therapy after 
he was discharged. 

Discussion
There is an increased incidence of venous thromboembolism 
in patients having Klinefelter syndrome. In their series of 412 
patients having Klinefelter syndrome, Campbell and Price re-
ported an increased incidence of DVT and pulmonary embolism, 
observed over periods ranging from 1 to 20 years [6]. A pos-
sible explanation was the effects of androgens on hemostasis 
which was reported in two consecutive studies and then em-
phasized by Winkler in his review [8-10]. According to these 
findings, hypogonadism in males is related to reduced fibrino-
lytic activity through the increased levels of plasminogen acti-
vator inhibitor-1 (PAI-1), where plasma levels show an inverse 
relationship with testosterone concentrations. In our case, the 
diagnosis was established with venous doppler ultrasound for 
acute - subacute term thrombosis in the left external iliac vein, 
superficial femoral vein, common femoral vein, popliteal vein, 

Table 1. Coagulation parameters and genetic analyses 

Tests Results Normal Range

Protein C Aktivitesi 49% 70-140

Protein S Aktivitesi 124% 60-130

Faktör V leiden (G16917=R506Q) Gecotype Normal/Normal

Faktör II (Protrombin) G20210A Mutant Normal

Figure 1. Pretreatment coronal computed tomography image of the patient.
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profound femoral vein, and chronic term thrombosis in the left 
trifurcation.
In conclusion, an endocrinologic test should be ordered in pa-
tients having klinefelter syndrome with a medical or familial 
history of venous thromboembolism as well as additional as-
sessment of innate or acquired thrombophilia should be made. 
It seems that further studies on understanding of pathogen-
esis of venous thromboembolism in cases of KS are needed in 
the future. We consider that a long-term oral anticoagulation 
therapy is necessary for the treatment of thrombophilic con-
ditions. We believe that whole body screening would decrease 
mortality in these patients if acute thrombosis is developed in 
these patients.
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Abstract

Intrauterine contraceptive devices are being used in clinical practice since 1962. 

Due to their efficiency and low cost, intrauterine contraceptive devices are the 

most popular method of reversible contraception in developing countries. The 

incidence of migration of an intrauterine contraceptive device, and related uter-

ine perforation ranges from 0.003% to 0.87%. Intrauterine contraceptive device 

may migrate into urinary bladder, appendix, rectum, colon, peritoneum, anterior 

abdominal wall or ovary. Foreign bodies like sutures, stents, and needles in the 

urinary bladder act as niduses for calculi formation. Intrauterine contraceptive 

device migrated into the bladder can also become a nidus for a stone formation.

Herein we report about a case whose intrauterine contraceptive devices had mi-

grated into the bladder, and presented with   lower urinary tract symptoms and 

suprapubic discomfort 6 years after its insertion.
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Özet

İntrauterin kontraseptif araçlar klinik pratikte 1963 yılından bu yana kullanılmak-

tadır. Ucuz ve verimli olmalarından dolayı intrauterin kontraseptif araçların geliş-

mekte olan ülkelerde geri dönüşümlü kontrasepsiyon için sıklıkla kullanılmakta-

dır. İntrauterin kontraseptif aracın migrasyon insidansı %0,003 ile %0,87 arasın-

da değişmektedir. İntrauterin kontraseptif aracın mesane, rektum, apendiks, ko-

lon, periton, anteriyor abdominal duvar ve overe migrasyonu bildirilmiştir. Sütür, 

stent ve iğne gibi yabancı cisimler mesane içerisinde taş oluşumu için odak oluş-

turabilmektedir. Bunlar gibi intrauterin kontraseptif araçlar da mesane içinde taş 

oluşumuna yol açabilmektedir. Burada intrauterin kontraseptif araç uygulanma-

sı sonrası 6. yılda suprapubik ağrı alt üriner system semptomları başlayan ve me-

sane içine migre olmuş intrauterin kontraseptif araç tespit edilen hastayı sunduk.  

Anahtar Kelimeler

İntrauterin Kontraseptif Araç; Mesane Taşı; Göç
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Introduction
Intrauterine contraceptive devices (IUCDs) are being used in 
clinical practice since 1962. Due to their efficiency and low cost, 
IUCDs are the most popular method of reversible contracep-
tion in developing countries. The incidence of migration of an 
IUCD, and related uterine perforation ranges from 0.003% to 
0.87% [1].  IUCD may migrate into urinary bladder, appendix, 
rectum, colon, peritoneum, anterior abdominal wall or ovary. To 
our knowledge there are about 76 cases in the world literature 
related to IUCDs that had migrated into the bladder.
Foreign bodies like sutures, stents, and needles in the urinary 
bladder act as niduses for calculi formation is an uncommon 
occurrence. IUCD migrated into the bladder can also become a 
nidus for a stone formation.
Herein we report about a case whose  IUCD had migrated into  
the bladder, and presented with   lower urinary tract symptoms 
(LUTS) and suprapubic discomfort 5 years after its insertion.

Case Report
A 46-year-old woman presented to our clinic with LUTS and 
recurrent urinary tract infection. She had an IUCD inserted 11 
years ago in a family planning centre. However, she became 
pregnant 2 years later with the in situ IUCD. She went on to 
have a normal vaginal delivery and the postpartum examination 
revealed no evidence of the IUCD. She was told that her IUCD 
had “fallen and she did not recognize that”.
Her complaints had persisted for 6 years, and she had gone to 
different centers for these 6 years, where multiple antibiotics 
had been prescribed. A T- type IUCD on the right side of the 
pelvis was seen on plain abdominal film and an opaque stone 
measuring 4× 3 cm in size was seen on the IUCD. Computerized 
tomography (CT) scan showed that a calcified object seen on 
plain abdominal film was partly intravesical and partly in the 
wall of the urinary bladder (Figure 1). 

Endoscopic intervention was planned. Cystoscopy confirmed 
the findings of CT scan. It was observed that the encrustrated 
IUCD was within the bladder. Grasper forceps was used to grab 
the embedded portion of the IUCD. IUCD was easily extracted 
from the bladder wall into the bladder lumen. The stone on the 
IUCD was successfully fragmented by pneumatic lithotripsy and 
the IUCD was removed as a whole unit. A Foley urinary indwell-
ing catheter was inserted transurethrally, and it was removed 
on 7. postoperative day Postoperatively cystography was per-
formed and no fistula was observed.

Discussion
Diagnosis of bladder stones, particularly in women who became 
pregnant in the presence of an IUCD, recurrent urinary tract 
infections and LUTS should suggest the migration of IUCD into 
the bladder. 
Since bladder stones are unusual in women, their presence 
should raise the suspicion of intravesical foreign bodies. IUCD 
can act as a nidus of crystallization for bladder stones.  Al-
though urinary tract infection is common in women, recurrent 
infection or any irritating urinary symptoms unresponsive to 
medical treatment should rise the suspicion   of a foreign body 
in the urinary system, especially when patients have a history of 
pelvic surgery or IUCD insertion.
Based on our knowledge, and also review of current literature, 
symptoms like lower abdominal pain, dysuria, and frequency af-
ter IUCD insertion have not emerged earlier than 1 year after 
insertion of an IUCD. Accordingly, in our case symptoms be-
came apparent 5 years after implantation of an IUCD and 2 
years after birth. It is hard to answer the question whether iat-
rogenic uterine perforation or migration of the device could be 
implicated in these cases.
To elucidate the etiology of the extrauterine IUCD possibly 
related to iatrogenic perforation or migration of IUCD; we 
searched the literature to determine the temporal association 
between   the placement of IUCD and unexpected pregnancy 
While in one case pregnancy had been reported as early as 4 
months after insertion of an IUCD (1), while in one case delivery 
had occurred 11 years after the IUCD insertion [2].  (Table 1)  In 
our case delivery took place 3 years after insertion of  IUCD.  

In cases reported in the literature, time interval between the 
onset of LUTS and the detection of an extrauterine IUCD often 
raise the question of whether iatrogenic uterine perforation or 
spontaneous migration of the device was responsible for extra-
uterine IUCD. Iatrogenic uterine perforation usually occurs at 
the time of IUCD insertion, but an IUCD may become stuck into 
the uterus and later be forced through the wall by spontaneous 
uterine contractions. Other mechanisms such as urinary bladder 
contractions or uterine atrophy may also play a significant role. 
Some case reports have indicated the initiation of symptoms 

Figure 1: CT scan of the pelvis showing one limb of the IUCD embedded in the 
wall of the bladder, and its stem with a stone on projecting into the vesical lumen 

Table 1.  Initiation of the symptoms and delivery times after IUCD placement, 
NA: Not available

Time interval 
between 
diagnosis and  
IUCD placement 
(years)

Delivery time 
after IUCD 
placement 
(years)

Syptoms after 
IUCD placement 
(years)

Al Awadi (1) 25 1 24

Chuang (3) 3 NA 2.5

Dar (4) 20 NA NA

Istanbulloglu(5) 6 4 4.5

14 1 NA

Mustafa (6) 12 2 12

Nouira(2) 10 NA 5

5 NA 4.5

9 3 6

16 11 15

6.5 NA 6

4 NA 1
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after menopause which strengthen the hypothesis of uterine 
atrophy as an etiologic factor [1,5]. In our case neither the pa-
tient was in menopause nor was uterine atrophy present, so 
uterine atrophy should not be the only culprit in the migration 
of IUCD. Irrespective of iatrogenic uterine perforation or migra-
tion of the device, it is obvious that IUCD eroded the bladder 
wall.
In our case the patient had become pregnant 2 years after in-
sertion of an IUCD. She had LUTS 5 years after the insertion 
IUCD. Since 2 years had passed between insertion of and IUCD, 
and conception, these findings suggest us that IUCD spontane-
ously eroded the uterine wall rather than iatrogenic perforation 
We believe that  in situ IUCD ensured contraception for 2 years, 
and after migration of the device conception had occurred.
Migration of IUCD is more frequent in women who delivered 
babies with IUCD in place. Shrinking of the uterus and thinning 
of the uterine wall in the postpartum and lactation periods be-
cause of hypoestrogenemia might lead to uterine perforation 
by IUCD [5,6].
These different latency times raise the question whether the 
device was in the uterus or outside the uterine cavity during 
conception. It is impossible to make an exact determination be-
cause conception can occur while IUCD is in the uterine cavity. 
In the literature, the majority of the cases IUCD migration into 
bladder lumen occurred with copper-T devices [5-7]. There may 
be a design defect of copper-T IUCDs that facilitates its migra-
tion into the bladder in addition to other possible factors [1]. 
There is considerable debate about what should be done with 
an asymptomatic IUCD found in an extrauterine location. Some 
have argued that the device should be left alone and removed 
only if it causes symptoms. However, in our case if the patient 
had had a pelvic CT before the onset of urinary symptoms, then 
extrauterine or extravesical IUCD could be seen. We can’t con-
clusively determine the etiologic factors of extrauterine IUCD 
such as iatrogenic perforation or migration. Besides, if the de-
vice migrated outside uterine cavity it can also migrate into 
adjacent tissues. We prefer surgical intervention rather than 
spending extra time on determining causative factors. Espe-
cially valid for copper-T IUCDs.
IUCD can be expelled without a patient’s awareness. However 
when the IUCD string cannot be seen during vaginal examina-
tion, or when the patient had pregnancy after IUCD insertion, 
physician should suppose that IUCD may be migrated until it 
is proved otherwise. There may be an IUCD dislocation even in 
the presence of an IUCD string visible through the cervical os.
The first diagnostic procedure to evaluate the status of an IUCD 
is a KUB X-ray which shows whether the IUCD is within the the 
patient’s body or not. X-ray films can also detect intravesical 
migration of an IUCD with stone formation. 
Sonography can display whether an IUCD is properly placed 
inside the uterine cavity or not. However, sonography cannot 
precisely demonstrate the myometrial or bladder wall status, 
especially when the IUCD has completely migrated outside of 
the uterus. Noncontrast CT will be sufficient, and there is no 
need for further invasive diagnostic methods such as intrave-
nous pyelography, cystography, or hysterography. CT can pre-
cisely depict the site of the dislocated IUD, anatomic associa-
tion between the migrated IUD and organs involved, and the 

extent of bladder injury.
Several methods for removal of IUCD have been reported ac-
cording to position and penetrance depth of the IUD in the blad-
der including cystoscopy, suprapubic cystotomy, open surgery 
and laparoscopy [1,3,4].   Endoscopic methods are efficient and 
safe for the treatment of such cases [2,5,6]. 
To conclude, IUCD placement should be performed by experi-
enced doctors or under their supervision. However, migration 
of IUCD placed by gynecologists has been also reported [5]. The 
follow- up of IUCD’s with ultrasonography immediately after its 
insertion and then at regular intervals is mandatory. Initial ap-
proach to patient with intravesical IUCD migration should be 
endoscopic. 
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Özet
Pulmoner langerhans hücreli histiyositozis nadir görülen ve patogenezi kesin açık-

lanamamış reaktif bir hastalıktır.16 yaşındaki erkek hasta son bir yıldır belirgin 

eforla artan nefes darlığı, kuru öksürük ve aralıklı göğüs ağrısı şikayetleri ile baş-

vurdu. Solunum fonksiyon testi restriktif ve toraks yüksek rezolüsyonlu bilgisayar-

lı tomografide akciğer parankiminde çok sayıda, bir cm’den küçük hava kistleri ve 

sol hemitoraksta minimal pnömotoraks izlendi. Arter kan gazında hipoksemi ve 

ekokardiyografide pulmoner hipertansiyon yoktu. Klinik ve tipik radyolojik görünü-

mü ile pulmoner langerhans hücreli histiyositozis tanısı ile uyumlu bulundu. Multi-

sistem langerhans hücreli histiyositozis varlığı detaylı öykü, tamamlayıcı fizik mu-

ayene ve temel radyolojik, kan ve idrar analizleri ile dışlandı. Tedavi olarak sigara-

yı bırakması ve takibi önerildi. Bir ay sonra tek taraflı total pnömotoraks gelişen 

hastanın tüp torakostomisinde uzamış hava kaçağı olması nedeniyle “blood patch” 

plörodezisi başarıyla uygulandı. Bildiğimiz kadarıyla bu olgu literatürde pulmoner 

langerhans hücreli histiyositozis’de otolog kan ile plörodezis yapılan ilk vaka özel-

liğini taşımaktadır.

Anahtar Kelimeler
Histiyositozis; Kan Yama Plörodezisi; Pnömotoraks

Abstract
Pulmonary langerhans cell histiocytosis is a rare reactive disorder with unclear 
pathogenesis. 16-year-old male patient complained about shortness of breath 
induced with exercise, non-productive cough, and intermittent chest pain for one 
year. Pulmonary function tests were in restrictive nature. There were multiple air 
cysts in lung parenchyma smaller than one cm and minimal pneumothorax on the 
left hemithorax in high resolution computed tomography of thorax. There was 
no hypoxemia in arterial blood gas analysis, and no pulmonary hypertension in 
echocardiography. Pulmonary langerhans cell histiocytosis was diagnosed with 
clinical features and typical radiographic appearance. Existence of multisystem 
langerhans cell histiocytosis was excluded thorough a detailed history, compre-
hensive physical examination, and baseline radiographic, blood and urine tests. 
He was recommended to quit smoking and close follow-up was planned. A tube 
thoracostomy was performed for left sided total pneumothorax one month later, 
and “blood patch” pleurodesis was done due to persistent air leakage with a suc-
cessful outcome. As far as we know this is the first case report of pulmonary 
langerhans cell histiocytosis who was treated with autologous blood pleurodesis 
in the literature. 
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Giriş
Pulmoner langerhans hücreli histiyositozis (PLHH), daha öncele-
ri histiyositozis-x veya eozinofilik granüloma olarak adlandırılan 
akciğerlerin langerhans hücreleri olarak bilinen histiyositlerce 
infiltre olması sonucu gelişen bir interstisyel akciğer hastalığı-
dır [1]. Etyolojisi kesin bilinmemekle beraber hastaların %95’in-
den fazlası sigara öyküsü verir. Hastaların %85’inde sadece ak-
ciğerlerin tutulumu gözlenirken, multiorgan tutulumu daha na-
dirdir [2]. PLHH hastalarında pnömotoraks %16 oranında görü-
lürken, bunların %63’ünde nüks görülmektedir [3]. Ciddi solunum 
yetmezliği ve pulmoner hipertansiyon gelişmesi durumunda ak-
ciğer transplantasyonu önerilmektedir [4].
Burada klinik özellikleri ve radyolojik görüntüleri ile PLHH tanı-
sı konulan, pnömotoraks nedeniyle takılan göğüs tüpünden per-
sistan hava kaçağı sonucu “blood patch” plörodezis uygulanan 
ve bu tedavi açısından literatürde bir benzerine rastlamadığımız 
olgu sunulmaktadır.

Olgu Sunumu
16 yaşında erkek hasta kuru öksürük, aralıklı göğüs ağrısı ve son 
bir yıldır eforla artış gösteren nefes darlığı ile başvurdu. Fizik 
muayenesinde akciğer sesleri derinden gelmekteydi, ral-ronküs 
yoktu ve diğer sistem muayeneleri doğaldı. Özgeçmişinde 6 pa-
ket/yıl aktif sigara içicisi olduğu ve bebekliğinden bu yana evde 
sigara dumanına maruz kaldığı öğrenildi. Yılda en az iki kez ol-
mak üzere üst solunum yolu enfeksiyonu hikayesi olan hasta-
nın altı yaşında tonsillektomi operasyonu geçirdiği ancak şika-
yetlerinin geçmediği öğrenildi. Soygeçmişinde bilinen bir has-
talık yoktu.
Solunum fonksiyon testi FEV1=%56 (2,21 L), FVC=%56 (2,58 L), 
FEV1/FVC=%85,7 ve FEF25-75=%71 (3,51 L) olup restriktif pa-
terndeydi. Hastanın çekilen PA akciğer grafisinde üst-orta zon-
da yaygın retikulo-mikronodüler görünüm saptandı. Yüksek re-
zolüsyonlu toraks bilgisayarlı tomografide (YRBT) akciğer pa-
rankiminde yaygın, çok sayıda ve bir cm’den küçük hava kistle-
ri, ve bilateral minimal pnömotoraks izlendi (Şekil 1). Arteriyel 
kan gazı, tam kan sayımı, karaciğer ve böbrek fonksiyon testle-
ri normal sınırlar içindeydi. Ekokardiyografide triküspit yetmez-
lik üzerinden ölçülen sistolik pulmoner arter basıncı normal sı-
nırlardaydı (28 mmHg).
Sigara maruziyeti, genç erkek hasta olması, tekrarlayan göğüs 
ağrısı şikayeti ve tipik radyolojik görünümü ile PLHH tanısı ko-

nuldu. Multisistem langerhans hücreli histiyositozis varlığı de-
taylı öykü, tamamlayıcı fizik muayene ve temel radyolojik, kan 
ve idrar analizleri ile dışlandı. Tedavide başlangıç olarak siga-
rayı bırakması önerilirken inhaler steroid ve bronkodilatatör de 
başlandı (beklametazon ve formoterol).
Hasta tanı konulmasından bir ay sonra- son dört gündür devam 
eden- batıcı tarzda göğüs ağrısı şikayeti ile başvurdu. PA ak-
ciğer grafisinde sol tarafta totale yakın pnömotoraks saptan-
ması üzerine tüp torakostomi ve kapalı su altı drenajı uygulan-
dı (Şekil 2a,b). İşlem sonrası PA akciğer grafisinde saptanan mi-
nimal pnömotoraks haricinde akciğer ekspanse oldu. Ancak gö-
ğüs tüpünden hava drenajının masif şekilde devam etmesi üze-
rine yatışının altıncı gününde plörodezis yapılmasına karar ve-
rildi. Özellikle kollabe akciğerlerde tercih edilen “blood patch” 
plörodezis yöntemi ile kendi venöz kanı, 2ml/kg dozunda ante-
kübital bölgeden alınarak anterior hemitoraks ikinci interkostal 
aralık midklaviküler hattan takılan 8F kateter vasıtasıyla anında 
plevral boşluğu verildi. Göğüs tüpü klempe edilmeksizin şişe hor-
tumu göğüs seviyesinden 60 cm yukarı kaldırılarak bu şekilde iki 
saat kadar tutuldu ve sonrasında normal pozisyonuna bırakıldı. 
Takiplerinde hava drenajının azalması ancak kesilmemesi üzeri-
ne üç gün sonra aynı işlem aynı dozda tekrarlandı. İşlem sonra-
sı hava drenajı tamamen kesildi ve akciğerde total ekspansas-
yon sağlandı (Şekil 3). 24. saatte göğüs tüpü çekilerek öneriler-
le taburcu edildi.

Şekil 1. Toraks YRBT’de akciğer parankiminde yaygın, çok sayıda ve bir cm’den 
küçük hava kistleri ve bilateral minimal pnömotoraks izlenmektedir. 

Şekil 2. PA akciğer grafide sol tarafta totale yakın pnömotoraks (a) ve sonrasında 
uygulanan tüp torakostomi ve kapalı su altı drenajı (b) görülmektedir.

Şekil 3. Otolog kan yama yöntemi ile plörodezis sonrası 24. saatte hava drenajının 
tamamen kesilmesi ile göğüs tüpü çekildikten sonra çekilen PA grafide akciğerde 
total ekspansasyon gözlenmiştir.
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Tartışma
PLHH yıllık insidansı 5.4/1.000.000 olup, 1-15 yaş arası çocuk-
larda ve 30-40 yaş arası yetişkinlerde sık görülmektedir [4]. Ül-
kemizde bu konuda yeterli veri olmamakla beraber akciğer tu-
tulumu nedeniyle yayınlanmış vakalara bakıldığında sayılarının 
çok az olduğu görülmektedir (Tablo 1) [5-10]. Etiyolojisi kesin bi-
linmemekle beraber hastaların %95’inden fazlasında sigara öy-
küsü vardır [2]. Bu olgu yaş, erkek cinsiyet ve sigara içim öykü-
sü ve tipik radyolojik bulgularla PLHH özelliklerini taşımaktaydı. 
Tütünde bulunan bir immunostimülatör olan ‘tobakoglikoprote-
inin’ ve akciğer nöroendokrin hücrelerinde üretilen ‘bombesin-
benzeri peptidin’ PLHH gelişiminde etken olduğu düşünülmek-
tedir. Ancak ilginç olarak, yayınlanan vakaları incelediğimizde 
sigara içim öyküsünün ortak özellik olmakla birlikte miktarının 
<10p/yıl gibi nispeten az bir düzeyde olduğunu gördük [5-10]. Bu 
durum sigaranın, tüketim miktarı ve süresinden bağımsız olarak 
etiyolojide rol oynayabileceğini düşündürmektedir.
Hastamızda olduğu gibi PLHH’de en sık semptomlar öksürük, 
göğüs ağrısı ve nefes darlığı ile kendinin gösterirken, çocuklar-
da kemik ağrısı, gecikmiş puberte, bulantı, kilo kaybı gibi siste-
mik semptomlara yol açabilmektedir [1].
PLHH’de %15 oranında akciğer dışı tutulum görülebilirken en 
sık tutulan organlar kemik, deri, hipofiz bezi (Diabetes insipi-
tus), karaciğer, lenf nodları ve iç kulaktır [4]. Bu nedenle kemik 
ağrısı, poliüri, polidipsiyi içeren detaylı anamnez ve mukozal tu-
tulum açısından anüs-vajina muayenesi tanıda önemlidir. Tanı-
sal tetkikler pansitopeni açısından hemogram ve/veya kemik ili-
ği biyopsisi, karaciğer fonksiyon ve pıhtılaşma testleri, serum al-

bümin düzeyi, hepatosplenomegali açısından ultrasonografi, di-
rekt kafa kemik grafisi (zımba ile delinmiş litik lezyon görünümü) 
ve/veya kemik sintigrafisi (artmış aktivite), hipofiz bezi manye-
tik rezonans (MR) görüntülemesi ve toraks YRBT yapılabilir [4]. 
Hastamızın kemik grafisi ve hipofiz MR’ı normal sonuçlandı ve 
akciğer dışı organ tutulum semptomu bulunmaması nedeniyle 
tetkikler yukarıda belirtilen düzeyde sonlandırıldı.
PLHH tanısı için tutulum olan organdan alınan biyopside his-
tiyositlerin S-100 ve CD1a ile pozitif boyanması ve tipik Bir-
beck granülleri içeriklerinin gösterilmesi karakteristiktir [1]. Ta-
nıda açık akciğer veya transbronşiyal biyopsi önerilirken, toraks 
YRBT ile de %84-90 oranında tanı doğru olarak konulmaktadır 
[4]. Vakamızda toraks YRBT’de yaygın bül görünümü saptanma-
sı nedeniyle akciğer biyopsisi uygun görülmedi. Ülkemizde PLHH 
vakalarında akciğer dışı tutulum da bildirilirken üç vakada ben-
zer şekilde akciğer radyolojisi ile tanı konulmuştur [5-10].
Tedavide ilk basamak sigaranın bırakılmasıdır ve vakamızda ol-
duğu gibi sigaraya devam edilmesi pnömotoraks gibi kompli-
kasyonlarla progresyona neden olabilmektedir. PLHH’de minör 
semptomlar varsa sadece izlem yapılabilirken, sigara bırakmaya 
rağmen şikayetlerde artış varsa immünsüpresif tedavi ve multi-
sistem tutulumunda kemoterapi önerilmektedir [4]. Hastamızda 
sistemik tutulum olmadığı için kemoterapi verilmezken, akciğer 
şikayetleri şiddetli olmadığı için ve solunum yetmezliği ve kor 
pulmonale gelişmediği için sistemik kortikosteroid planlanmadı. 
Ancak efor dispnesi için inhaler kortikosteroid başlandı. PLHH’in 
komplikasyonları açısından solunum yetmezliğinde oksijen des-
teği, bronkodilatatör ve sistemik kortikosteroid, kor pulmonale 

Tablo 1. Ülkemizde yayınlanmış PLHH olgularının özellikleri.

Yaş, cinsiyet Sigara Semptomlar Tanısal tetkikler Sistem tutulumu Tedavi

Arslanoğlu ve ark. (4) 29y, K - Topallama
Polidipsi, Poliüri

Kemik grafisi, sintigrafisi
Akciğer radyolojisi
Kemik iliği biyopsisi
Hipofiz MR

Kemik
Kemik iliği
Akciğer
Hipofiz

Kemoterapi

Kalaç ve ark. (5) 21y, K 8p/yıl Öksürük
Nefes darlığı

Akciğer radyolojisi
DLCO: %48
Bronkoskopi 

Akciğer Sigaranın kesilmesi
Sistemik kortikosteroid

Okan ve ark. (6) 29y, E - Dispne
Halsizlik

EKO Akciğer 
Hipofiz

Sistemik kortikosteroid
Metotreksat)
Oksijen desteği
Bronkodilatör
Kalsiyum antagonisti
Vasopressin
Sildenafil ve iloprost

Çetinkaya ve ark. (7) 19y, E 1,5p/yıl Öksürük
Nefes darlığı
Yan ağrısı

Akciğer radyolojisi
Açık akciğer biyopsisi

Akciğer Sigaranın kesilmesi
Plörodezis

20y, E 5p/yıl Öksürük
Nefes darlığı

Akciğer radyolojisi
Açık akciğer biyopsisi

Akciğer Sigaranın kesilmesi
Sistemik kortikosteroid

Gülhan ve ark. (8) 27y, E 18p/yıl Öksürük
Sırt ağrısı
Nefes darlığı

Akciğer radyolojisi Akciğer Sigaranın kesilmesi
Tedavisiz izlem

23y,E 18p/yıl Nefes darlığı
Göğüs ağrısı

Akciğer radyolojisi
EKO

Akciğer Sigaranın kesilmesi
Oksijen desteği
Sistemik kortikosteroid
Transplantasyon sırasında

23y, E 5p/yıl Göğüs ağrısı Akciğer radyolojisi
Açık akciğer biyopsisi

Akciğer Sigaranın kesilmesi
Sistemik kortikosteroid

32y, E 10p/yıl Öksürük Akciğer radyolojisi Akciğer Sigaranın kesilmesi
Tedavisiz izlem

Akçay ve ark. (9) 20y,E 1,5p/gün Öksürük Akciğer radyolojisi
SFT 
USG
Eksizyonel lenf nodu biyopsisi

Dalak
Lenf nodları
Akciğer 

Sistemik kortikosteroid
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tedavisinde diüretik, enfeksiyonlara karşı grip ve pnömoni aşı-
laması, immünsüpresif tedavi alacaksa tüberküloz proflaksisi ve 
pnömotoraks tedavisinde tüp torakostomi planlanmalıdır [2,4].
PLHH’de pnömotoraks tedavisinde ‘plörodezis’ ileride gere-
kebilecek bir akciğer transplantasyonu işlemini zorlaştırsa da 
kontrendikasyon olarak kabul edilmemektedir [11]. Mendez ve 
ark.’ının PLHH tanılı 102 hastalık çalışmasında sadece cerra-
hi drenaj uygulananların %58’inde ‘nüks pnömotoraks’ gözlenir-
ken, ayrıca plörodezis yapılanların hiçbirisinde nüks bulunma-
mıştır [3]. Hastanın başvurusunda çekilen toraks BT’de minimal 
pnömotoraks olması daha önce farkında olmadan geçirdiğini ve 
reabsorbe olduğunu düşündürdü. Bu açıdan bu atak nüks ola-
rak değerlendirildi. Totale yakın pnömotoraksı nedeniyle uygu-
lanan tüp torakostomi sonrası hava kaçağının beş günden uzun 
sürmesi nedeniyle özellikle akciğer ekspansasyonu iyi olmayan 
hastalara uygulanan, Özpolat ve ark.’nın deneysel ve klinik ça-
lışmalarla etkisini kanıtladıkları ve uzun yıllardır başarılı şekilde 
uygulamakta oldukları “blood patch” plörodezis yapıldı [12,13]. 
Bu yöntemde hastanın venöz kanı alınmakta ve heparin eklen-
meden göğüs tüpünden hızlı ve tek seferde plevra boşluğuna ve-
rilmektedir [12-14]. Bu hastada akciğerin apikal bölgesinden iti-
baren kanın tüm viseral plevra yüzeyine yayılması amacıyla ikin-
ci interkostal aralık midklaviküler aralıktan bir kateter yerleşti-
rilmiş ve kan buradan verilerek daha önce takılmış olan göğüs 
tüpünden drene edilmiştir. Otolog kanın yama etkisi ile hava ka-
çağının olduğu kısım kapanırken, uzun vadede inflamasyonu te-
tikleyerek fibrinöz plörite yol açmaktadır [13]. Bu yöntemin ucuz 
ve kolay temin edilir olmasının yanı sıra diğer sklerozan ajan-
lara göre yan etkisinin olmaması avantajı vardır [12]. Örneğin 
doksisiklin lokal doku toksisitesi ve hepatotoksik, tetrasiklin ya-
nık yapıcı ve nefrotoksik, talk ise asbeste bağlı mezetelyoma ve 
ani solunum yetmezliği-ölüm riski taşımaktadır [3]. Ayrıca di-
ğer sklerozan ajanların bronş ve trakeaya reflü olasılığına karşın 
otolog kan güvenli bir ajandır. Etkinliği %87,5 gibi yüksek düzey 
de olmakla beraber PLHH’de kimyasal plörodezis ile nüks olabil-
mektedir [3,12].
Yapılan literatür araştırmasında otolog kan plörodezisi uygula-
nan PLHH vakasına rastlanmadığı için bu vaka literatürde bir ilk 
teşkil etmektedir. Sonuç olarak genç erkek, sigara içen ve tek-
rarlayan pnömotoraksı olan hastalarda, çok sayıda kistik lez-
yon varlığı ile PLHH düşünülmelidir. Ayrıca PLHH ve tekrarlayan 
spontan pnömotoraks durumunda otolog kan ile erken plörode-
zis etkili ve güvenilir bir yöntemdir.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Ankilozan spondilit (AS), başlıca aksiyel iskeleti etkileyen kronik, sistemik, otoim-

mün inflamatuvar bir hastalıktır. Ankilozan spondilit tedavisinde güncel yaklaşım-

lara rağmen, progresif seyri nedeniyle sıklıkla torakolomber kifotik deformiteye 

neden olur. Bu deformitenin tedavisinde dekompresyon, stabilizasyon ve omur-

gada füzyon gibi birçok cerrahi prosedür uygulanmaktadır. Hidromyeli ve sirinks; 

spinal kord santralindeki dilatasyonu tanımlamak için kullanılan bir terminoloji-

dir. Bazı yazarlar spinal operasyon ile ilişkili siringomyeli gelişimi rapor etmişler-

dir. Bizim sunduğumuz ankilozan spondilit ile takip edilen 48 yaşındaki kadın has-

tada stabilizasyon cerrahisi geçirdikten sonraki yedinci yılda siringomyeli oluşu-

mu ve buna sekonder spinal kord yaralanması izlenmiştir. Sonuç olarak stabilizas-

yon cerrahisi yapılan hastalarda nadir bir komplikasyon olan siringomyeli gelişe-

bileceği akılda tutulmalıdır.

Anahtar Kelimeler

Ankilozan Spondilit; Siringomyeli; Stabilizasyon Cerrahisi

Abstract

Ankylosing Spondylitis (AS) is a chronic, systemic, and autoimmune inflamma-

tory disease which mainly affects axial skeleton. Despite current approaches in 

ankylosing spondylitis treatment, the disease frequently causes to thoracolumbar 

kyphotic deformity due to its progressive course. Many surgical procedures includ-

ing decompression, stabilization and final fusion could be performed for the treat-

ment of kyphotic deformity. Hydromyelia and syrinx are the terms used to define 

dilatation in central spinal cord. Some authors reported syringomyelia progres-

sion related to spinal operation. In our case;  48-year-old woman, who has been 

followed for ankylosing spondylitis;  spinal cord injury secondary to syringomyelia 

was detected 7 years after stabilization surgery. Consequently, it should be kept 

in mind that syringomyelia, which is a rare complication, may develop in patients 

who underwent stabilization surgery.
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Giriş
Spinal kordun kronik progresif bir hastalığı olan siringomyeli, 
patolojik olarak sıvı ihtiva eden, longitudinal kavitasyonlarla ka-
rakterize, nadir görülen bir durumdur. Kaudal fossa anomalileri 
(chiari malformasyonları), tethered spinal kord, travma, arakno-
idit, spinal kord tümörü gibi primer problemlerden kaynaklana-
bilen bu durumun daha nadir olarak spinal kord cerrahisi sonrası 
da görülebildiği bazı yazarlarca rapor edilmiştir [1,2].
Ankilozan spondilit (AS), esas olarak genç erkeklerde görülen 
ve primer etkileri aksiyel iskelet üzerine olan, kronik sistemik 
inflamatuvar bir hastalıktır [3]. Omurga disk ve ligamanların-
da progresif ossifikasyona, faset eklemlerde ankiloza yol aça-
rak omurganın elastisitesini azaltır, hareketlerini kısıtlar ve so-
nuçta omurganın biyomekanik özellikleri değişir [4].  
Bu yazıda, ankilozan spondilite sekonder kifoz nedeniyle uygula-
nan torakolomber spinal cerrahi sonrası uzun dönemde parapa-
rezi gelişerek etyolojisinde siringomyeli saptanan ve cerrahi te-
davi sonrası rehabilitasyon programı uygulanan bir olgunun su-
nulması amaçlanmıştır.

Olgu  Sunumu
48 yaşında kadın hasta bacaklarda güçsüzlük ve ağrı şikaye-
ti ile kliniğimize başvurdu. Kendisinden alınan bilgiye göre; yak-
laşık 15 yıldır AS tanısı ile takip edildiği, 7 yıl önce kifoz nede-
niyle stabilizasyon cerrahisi yapıldığı, yaklaşık 1.5 yıldır devam 
eden, belinden bacaklarına yayılan yanıcı tarzda ağrı ve uyuş-
ma şikayeti olduğu öğrenildi. Medikal tedaviye rağmen şikayet-
lerinde artış olan hastanın çekilen torakolomber vertebral man-
yetik rezonans görüntülemesinde (MRG); T8-T9 vertebra korpus 
seviyelerinde spinal kanalda T1AG’de hipointens, T2AG’de hipe-
rintens, minimal periferal kontrast tutulumu gösteren, kordda 
minimal ekspansiyona neden olan kistik lezyon (intramedüller 
astrositom ile uyumlu) ve T10-L1 vertebra korpus seviyelerin-
de spinal kordda en geniş seviyede 1 cm genişlikte hidrosirin-
gomyeli ile uyumlu alan saptanmış [Resim 1,2,3,4,5]. Hastaya 
T8-T9-T10 laminektomi, kitle eksizyonu, siringotomi ve durap-
lasti operasyonu yapılmış; eksize edilen materyalin patoloji so-
nucu fibro-osseöz lezyon ile uyumlu gelmiş. Operasyon sonrası 
hastanın sağ bacağında daha belirgin olan güçsüzlük, bacaklar-
da uyuşma ve yanıcı tarzda ağrı şikayeti devam etmiş. Hasta-
nın özgeçmişinde AS dışında özellik yoktu. AS’ye yönelik başla-
nan antiinflamatuvar ve sulfasalazin tedavisini kendi isteği ile 
bıraktığı ve düzensiz olarak antiinflamatuvar ilaçlar kullandığı 
öğrenildi. 
Fizik muayenesinde; kalça fleksiyonu ve diz ekstansiyonu sağ-
da 5/5 solda 4/5, ayak bileği dorsifleksiyonu sağda 4/5 solda 
3-/5,  başparmak dorsifleksiyonu sağda 3/5 solda 2/5, ayak bi-
leği plantar fleksiyonu sağda 3+/5 solda 3/5 kuvvetinde idi. Üst 
ekstremitelerde motor defisit saptanmadı. Yüzeyel duyu mua-
yenesinde T10 dermatomu dahil normoestezik, distalinde hi-
poestezik olarak saptandı. S4-5 kısmi motor ve duyu fonksiyo-
nu mevcuttu. Derin tendon refleksleri üst ekstremitelerde nor-
moaktif, alt ekstremitelerde  hipoaktif ve plantar yanıt bilate-
ral lakayt bulundu. Hastanın Schober ve modifiye Schober öl-
çümleri ayakta durma dengesi yeterli olmadığından yapılamadı. 
Oksipit-duvar mesafesi 15 cm, göğüs genişliği 2 cm olarak öl-
çüldü. Tek kanedyen ile düz zeminde minimal yardımla kısa me-
safe ambule olabiliyordu. İdrar ve gayta his ve kontrolü mevcut 

Resim 1,2,3. T2 ağırlıklı aksiyel, sagital ve T1 ağırlıklı kontrast sonrası sagital 
görüntülerde spinal kordda T8-T9 seviyelerinde; T2 ağırlıklı sekanslarda hiperin-
tens, kontrast sonrası T1 ağırlıklı sekanslarda minimal periferal kontrast tutulumu 
gösteren kistik lezyon izlenmektedir.
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olan hastanın postvoiding rezidüsü saptanmadı.  
Torakolomber vertebral grafide L5, L4, L2, L1, T12’de pedikül-
lerden korpusa uzanım gösteren vidalar ve posteriorda sabitle-
yici plak görünümü, yaygın osteoporotik görünüm, vertebra kor-
puslarında kareleşme, anterior ve posteriorda köprüleşen sin-
dezmofitler, vertebra korpus end platelerinde reaktif değişiklik-
ler ve skleroz mevcuttu. Sakroiliak grafide bilateral sakroiliak 
eklemler ankiloze olarak değerlendirildi. Rutin biyokimyasal tet-
kikleri, eritrosit sedimentasyon hızı ve C-reaktif protein normal 
sınırlardaydı.
Hasta “American Spinal Cord Injury Association” (ASIA) bozuk-
luk skalasına göre T10 AIS D kabul edilerek kliniğimizde rehabi-
litasyon programına alındı. Hastaya eklem hareket açıklığı eg-
zersizleri, progresif dirençli egzersizler, postür egzersizleri, yürü-
me eğitimi egzersizleri, denge koordinasyon egzersizleri ve alt 
ekstremitelere nöropatik ağrı nedeniyle TENS ve pulmoner re-
habilitasyondan oluşan tedavi programı uygulandı. Rehabilitas-
yon programı sonunda tek nokta baston ile düz zeminde bağım-
sız ambule hale gelen hastanın yürüme paterninde iyileşme ve 
yürüyüş mesafesinde artış sağlandı.

Tartışma 
AS’li hastalarda ligaman kalsifikasyonu ve sindesmofit oluşu-
muna bağlı ortaya çıkan vertebral füzyon spinal kolonun elas-
tisitesini azaltır, hareketlerini kısıtlar. En sık görülen spinal de-

formite, torakolomber kifoz deformitesidir. AS’li hastaların bü-
yük çoğunluğunda görülen bu deformite; mobilitede azalma ve 
solunum fonksiyonlarında bozulmaya neden olur [4]. Konserva-
tif tedavinin başarısız kaldığı durumlarda, spinal kolonun sagi-
tal balansını düzeltmek için cerrahi tedavi gündeme gelmekte-
dir. Bu amaçla dekompresyon, stabilizasyon ve omurgada füz-
yon gibi birçok cerrahi prosedür uygulanmaktadır. AS’li hasta-
larda yapılan spinal cerrahilerde, diğer erişkin spinal cerrahilerle 
kıyaslandığında komplikasyon gelişme oranı daha yüksektir. En-
feksiyon, enstrümentasyonda başarısızlık, vasküler ve nörolojik 
komplikasyonların görülmesi nadir değildir [5]. Bizim vakamızda 
ise postoperatif kısa dönemde herhangi bir komplikasyon görül-
mezken, operasyondan yedi yıl sonra siringomyeli saptanmıştır. 
Siringomyelinin en önemli klinik belirtisi ağrıdır. Alt ekstremite 
güçsüzlüğü diğer yaygın semptomlardan biridir. MRG siringom-
yeli tanısında oldukça önemli bir yöntemdir [2]. Radyolojik tanı-
da intravenoz ve intratekal kontrastlı tomografi ve miyelogra-
fi gibi birçok modalite kullanılabilmesine rağmen MRG hala al-
tın standarttır. Ancak radyolojik bulgular patognomonik değildir 
ve siringomyeli diğer patolojilerle karışabilir. Literatürde intra-
medüller tümörü taklit eden ve yapılan operasyon sonrası sirin-
gomyeli tanısı konulan birkaç vaka tanımlanmıştır [6]. Bizim va-
kamız da paraparezi gelişmesi üzerine değerlendirilmiş ve rad-
yolojik olarak intramedüller tümör ön tanısı almıştır. Bu durum-
da tanıyı doğrulama ve tedavi amacıyla yapılan cerrahi girişim 
önem kazanmaktadır.  
Yapılan bir çalışmada; spinal kord tümörü, travma, skolyoz, ser-
vikal spondilotik myelopati ve tethered kord sendromu gibi ne-
denlerle dekompresyon cerrahisi yapılan 181 hastanın 13’ünde 
postoperatif dönemde çekilen MRG’de siringomyeli saptanmış-
tır. Dekompresyon cerrahisi uygulanan hastalarda spinal kordun 
ani olarak dekompresyonu sonucu kord genişleyerek ve ödem, 
kist, nekroz, malezi zemininde siringomyeli gelişebileceği öne 
sürülmüştür [1]. Spinal kord progresif olarak komprese olursa 
uzun dönemde araknoid adezyon gelişerek subaraknoid mesa-
fede obstrüksiyon oluşturabilir. Özellikle 4. ventrikül bloke oldu-
ğunda ani dekompresyon, dejenerasyon, nekroz ve kord santra-
lindeki alanın yumuşaması ile birlikte spinal kordda dilatasyona 
neden olabilir. Lezyon üzerindeki atım basıncı lezyonun vertikal 
olarak genişleyip siringomyeli gelişmesine katkıda bulunur [7]. 
AS ve spinal kord lezyonu birlikteliğinde tedaviyi zorlaştıran ve 
sonuçları etkileyen bir takım faktörler vardır. Azalmış aerobik 
kapasite ve bozulmuş pulmoner fonksiyonlar AS’li hastalarda sık 
görülmekte ve hastanın genel durumunu belirgin olarak etkile-
mektedir. Ayrıca, mobilitenin azalması da genel durum bozuklu-
ğuna neden olmaktadır. AS’e ait diğer sistemik tutulumların ol-
ması ve yine hastalığın kendisine ait kas iskelet sistemi prob-
lemleri bu grup hastalarda tedavi sonuçlarını etkiler [8]. Bu ne-
denle AS ve spinal kord lezyonu birlikteliği olan hastalarda reha-
bilitasyon sürecinde tedavi programı hastaya uygun olarak plan-
lanmalı, olası komplikasyonlar açısından yakın takip yapılmalı ve 
koruyucu önlemler alınmalıdır. 
AS’li hastalarda ağrı karakteri değiştiğinde ve yeni bulgular or-
taya çıktığında etyolojinin araştırılması önemlidir. İleri dönem-
deki AS’li hastaların travmatik spinal kord lezyonu gelişimi açı-
sından risk altında oldukları bilinmektedir. Özellikle vertebral 
cerrahi geçiren hastalarda siringomyeli gelişimi de akılda tutul-
malı ve ayırıcı tanıya dahil edilmelidir. 

Resim 4,5. T2 ağırlıklı aksiyel ve sagital görüntülerde T10-L1 vertebra seviyeler-
inde hidrosiringomyeli izlenmektedir.
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Özet

Adenoid kistik karsinom (ACC) salgı bezlerinin, en yaygın malignitelerden biridir. 

Bu tükürük bezi karsinomlarının yaklaşık% 15% -25% oluşturmaktadır. Tipik ola-

rak ACC yavaş büyüyen tümörlerdir,sık hematojen yolla uzak metastaz yapar. So-

lunum yetmezliği ve çoklu metastaz ile başvuran bir olguyu sunduk.  52 yaşında er-

kek, postoperatif radikal sağ parotis bezi rezeksiyonu ardından, kraniofasiyal rad-

yoterapi uygulandı. 5 yıl içinde yıllık kranial tomografi ile bölgesel nüks bulgusu ol-

madan takip edildi. Fizik muayene normaldi. Kan gazı analizi orta derecede hipok-

semi ile uyumlu idi. pH; 7,49 pCO2; 31,8 Po2; 38,9 HCO3; 24,1 sat O2; 79,1. To-

raks CT 5 mm ‘den 4 cm arasında değişen çok sayıda her iki akciğerde  diffüz da-

ğılan lezyonlar gösterdi.  Lezyona BT eşliğinde ince iğne aspirasyon biyopsisi ya-

pıldı. Patolojik analiz adenoid kistik karsinom olarak raporlandı. Multiple akciğer 

metastazları  solunum yetmezliğine neden olabilir ve hekimler tarafından sürek-

li dikkat gerektirir.

Anahtar Kelimeler

Adenoid Kistik Karsinom; Metastaz; Solunum Yetmezliği

Abstract

Adenoid cystic carcinoma (ACC) is one of the most common malig¬nancy in secre-

tory glands. It accounts for about 15% -25% of all malignant salivary gland car-

cinomas. Typically, ACC is slow growing tumors and develops distant metastasis 

via haematogenous. We report a case who presented with respiratory failure and 

multiple metastases. A 52-year-old male, underwent a radical craniofacial resec-

tion for a right parotid gland, followed by postoperative radiotherapy. He was 

followed-up with head CT scans for 5 years with no signs of locoregional recur-

rence. Physical examination was normal. Blood gases analyses showed moderate 

hypoxemia. pH; 7,49 pCO2; 31,8 Po2; 38,9 HCO3; 24,1 sat O2; 79,1.  Thorax CT 

showed multiple lesions ranging in size from 5 mm to 4 cm distributed diffusely 

in both lungs. CT-guided fine-needle aspiration of the lung lesion was performed. 

Pathological analysis reported adenoid cystic carcinoma. Multiple pulmonary me-

tastases may cause respiratory failure and requires constant vigilance by medical 

practitioners.
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Introduction
Adenoid cystic carcinoma (ACC) is one of the most common 
malig¬nancy that arises in secretory glands, particularly the 
major and minor salivary glands [1]. It accounts for about 15% 
-25% of all malignant salivary gland carcinomas [1]. Pulmonary 
adenoid cystic carcinoma is a rare salivary gland-type malig-
nant neoplasm of respiratory tract that is usually located in the 
central airways such as trachea and main bronchus. Adenoid 
cystic carcinoma arising from the peripheral lung is quite rare.
[2] Typically, ACC is slow growing tumors with five-year survival 
rate, but it spreads into adjacent tissues and develops distant 
metastasis via haematogenous frequently to the lungs, bone, 
and soft tissues. [3]  Most patients with ACC (80 %–90 %) die 
within 10–15 years after being diagnosed due to high rates of 
recurrence and distant metastasis [4]. Adenoid cystic carcino-
ma is unique forthe reason that patients have been known to 
survive for 10 to 15 years despite pulmonary metastases [5]. 
Metastatic lesions of ACC may display radiological features in-
definite from other patholo¬gies. The correct diagnosis involves 
correlation of the clinical history, progress, radiological features 
and histological findings. 
We report a case of a 52-year-old man who presented with re-
spiratory failure  and multiple metastases with a diagnosed ad-
enoid cystic carcinoma resected parotid gland five years before.

Case Report
A 52-year-old male, underwent a radical cranio-facial resection 
for a right parotid gland adenoid cystic carcinoma, followed by 
postoperative radiotherapy. He was followed-up with annual 
head CT scans for 5 years with no signs of  loco-regional recur-
rence.
He presented with gradually progressive shortness of breath on 
exertion and cough with mucoid expectoration for the last two 
months. He had no any history of fever, chest pain, or haemop-
tysis. He had 30 packet-year tobacco use. There was no past 
history of, or history of contact with, tuberculosis.
Physical examination respiratory system was normal, head 
examination revealed no sign of local recurrence. His routine 
blood laboratory results also were within normal ranges. Blood 
gases analyses showed severe hypoxemia. pH; 7,49 pCO2; 31,8 
Po2; 38,9 HCO3; 24,1 sat O2; 79,1. Multiple nodular shadows 
were detected on chest radiograph. CT of the thorax showed 
multiple lesions ranging in size from 5 mm to 4 cm distributed 
diffusely in both lungs (Figure 1) No mediastinal lymphadenopa-
thy or pleural effusion was detected. 
 CT-guided fine-needle aspiration (FNA) of the lung lesion was 
performed. Pathological analysis showed multiple cystic struc-
tures with cribriform pattern on different sizes intervening hya-
line stroma of the biopsy specimens reported adenoid cystic 
carci-noma. (Figure 2). In view of his past medical history of 
right parotid mass excision, the clinical picture was consistent 
with primary salivary gland ACC with multiple lung metastases. 
Patient have frequent emergency admission, he was evaluated 
with long term oxygen therapy, still being followed with oxygen 
therapy. 

Discussion
ACC is a rare malignant tumour, with a unique malignant profile 

which accounts for approximately 10% of all salivary glands 
neoplasms.[6]  Adenoid cystic carcinoma can arise in other sites, 
such as the trachea, lacrimal gland, breast, external auditory 
canal, cervix and vulva. Adenoid cystic carcinoma has a com-
paratively lazy course and rarely lymph node metastases but 
is well-known for its deposition for neurotropic spread, late lo-
cal recurrences and distant metastatic spread. The three major 
histological patterns of growth pattern  have been described: 
cribriform, tubular and solid. Combinations of the patterns are 
extensive. The prognosis of adenoid cystic carcinoma is greatly 
affected by the pattern of growth. The tubular pattern is re-
ported to have the best prognosis while the solid is associated 
with a worse prognosis.[7] No solid or high-grade component 
was seen in the lung metastasis of this patient.
Distant metastasis was the most common type of treatment 
failure. In the study of Spiro 196 patients followed up for at 
least 10 years reported different form of treatment failure in 
68%, distant metastasis in 38%, and lung involvement either 
alone or in addition to other sites in 34  percent. Disease-free 
interval varied from one month to as long as 19 years (me-

Figure 1. Multiple metastatic lesions ranging in size from 5 mm to 4 cm dstributed 
diffusely in both lungs.

Figure 2. multiple cystic structures with cribriform pattern on different sizes in-
tervening hyaline stroma
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dian 36 months) [3]. Wal van der et all reported that 54.9% 
of their 51 patients had distant metastasis, the average time 
between the diagnosis of the primary lesion and the detection 
of metastasis was 36.8 months (median 28.5 months).[8] Sakes 
et al reported that disease repetition, either loco-regional or 
metastatic occurred up to 156 months after radiotherapy [9]. 
A generalization acknowledge in the treatment of cancer un-
dertakes that a cure is present if there is liberty from disease 
for 5 years. The notion of cure in patients with ACC may be 
difficult to assess until the patient is disease free for 10 years 
or longer. Neverthless there are reported cases  recurrences of 
ACC of the submandibular gland 14and 20 years after the initial 
therapy.[10]
Late onset of pulmonary metastases from ACC is identified, 
and the metastatic lesions can remain relatively stable and as-
ymptomatic for more than 10 years. [11] But in this patient 
progressive deterioration on the blood gases was vieved on the 
fifth year . 
Conclusion It should be recognized that follow-up needs to be 
long term to identify all late recurrence and that complete re-
section does not always mean cure. ACC of the parotid gland 
may be indicate a life-long threat to some patients also may 
cause respiratory failure and requires constant vigilance by 
medical practitioners.
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Özet

Vücudun herhangi bir bölgesinde oluşabilen Schwannomlar skrotumda çok nadir 

görülürler. Schwannomalar Schwann hücrelerinden kaynaklanan tümörlerdir ve te-

orik olarak herhangi bir siniri etkileyebilirler. Genital bölgenin zengin innervasyo-

nunun olmasına rağmen, bu tümörlerin skrotumda görülmesi yaygın değildir. 66 

yaşındaki erkek olgu son 1 yıldır ağrısız skrotal şişlik öyküsü ile başvurdu. Skro-

tal ultrasonografi ve manyetik rezonans görüntülemede orta-skrotal bölgede int-

raskrotal ve ekstratestiküler kitle saptandı. Cerrahi eksizyon yapıldı ve histolo-

ji skrotumda ancient  schwannoma ile uyumluydu. Bu sunumunda skrotal ancient 

schwannoma olgusu literatürle birlikte incelenmiştir.   

Anahtar Kelimeler

Schwannoma; İntraskrotal; Ultrasonografi; Manyetik Rezonans Görüntüleme

Abstract

Schwannomas, which may occur in any region of the body, is very rare in the 

scrotum. Schwannomas are tumors that originate from Schwann cells and, theo-

retically, could affect any nerve. In spite of the rich innervation of the genital area, 

these kinds of tumors are not common in the scrotum. A 66 year old man pre-

sented with a 1-year history of painless scrotal swelling. Scrotal ultrasonography 

and magnetic resonance imaging revealed intrascrotal and extratesticular mass 

in the mid-scrotal region. Surgical excision was undertaken and histology was an 

ancient schwannoma of the scrotum. We report one case of ancient schwanno-

mas of the scrotum with a review of the literature.
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Giriş
Schwannomların “Ancient” varyantı kapsüllü benign sinir kılıfı 
neoplazmlarının nadir bir alt tipidir [1]. Bu sunumda nadir görü-
len intraskrotal ekstratestiküler patoloji olan ancient schwan-
nom olgusunun ultrasonografi (US) ve manyetik rezonans gö-
rüntüleme (MRG) görüntülerinin sunulması amaçlanmıştır. 

Olgu Sunumu
Altmışaltı yaşında hasta skrotumda son 1 yılda yavaş büyüyen 
ağrısız şişlik şikâyeti ile başvurdu. Laboratuar tetkiklerinde tes-
tis tümör belirteçleri normal sınırlarda bulundu. Fizik muayene-
sinde inferior-orta skrotal bölgede yaklaşık 4x5 cm boyutların-
da, testislerden ayrı olarak palpe edilen sert kitle saptandı. Öz-
geçmişte önemli bir özellik mevcut değildi. 
US’da (Resim 1) skrotum orta hatta ekstratestiküler yerleşim-

li, 40x55 mm boyutta, testis dokusuna göre hafif hipoekoik, he-
terojen içyapıda, düzgün konturlu solid kitle lezyonu saptandı. 
Doppler ultrasonografide lezyon hipervasküler yapıdaydı. Hid-
rosel saptanmadı. Her iki testis normal sonografik görünüm ve 
boyutta idi. Eşlik eden sağ inguinal herni mevcut iken başkaca 
ek patolojik bulgu saptanmadı. Yapılan MRG tetkikinde (Resim 
2) ekstratestiküler yerleşimli, T1 ve T2 ağırlıklı sekanslarda tes-

tis dokusuna göre düşük intensitede, heterojen yapıda, testis ve 
çevre yapılarda invazyon bulgusu görülmeyen, düzgün ve keskin 

sınırlı, solid kitle lezyonu izlendi. 
Kitle total olarak eksize edildi. Histopatolojik incelemede ince-
lenen kesitlerde iğsi hücrelerden oluşan neoplastik lezyon görül-
mekte, Verocay body tarzı yapılar, stromal fibrozis, yaygın ple-
omorfik bizar, iri nükleuslar görülürken belirgin mitotik aktivite 
saptanmadı. İmminohistokimyasal analizlerde S100 ve Desmin 
pozitif olarak bulundu. Histopatolojik özellikler Ancient swanno-
ma ile uyumlu olarak değerlendirildi. Testiküler invazyon sap-
tanmadı.

Tartışma
Nörojenik tümörler, nöral “crestten” köken alan hücrelerden ge-
lişirler ve sinir dokusunun bulunduğu her yerde görülebilirler [1].
Schwannomalar, sinir kılıfındaki perinöral hücrelerin proliferas-
yonundan kaynaklanan, en sık rastlanılan nörojenik tümörler-
dir. Sinir kılıfının schwann hücrelerden türemiş kapsüllü benign 
neoplazmadır. Schwannomların kesin insidansı bilinmemekle 
birlikte oldukça nadir görülmektedir. Schwannomalar tüm yaş 
gruplarında görülmekle birlikte en sık ilk dört dekatta görülür[2].
En sık baş-boyun bölgesinin kutenöz sinirleri ile otonom sinirler 
ve alt-üst ekstremitelerin fleksör yüzlerinde görülürler. İntrato-
tasik[3] ve retroperitoneal [4] bölgede de yerleşebilirler. 
Skrotal schwannomalar literatürde nadir olarak tarif edilmiştir 
[5,6,7], ancak, skrotal bölgede ancient varyantı ile ilgili az sayı-
da yayın bulunmaktadır [1,8]. 
Literatürde intraskrotal- ekstratestiküler multiple schwannom 
olgu sunumları da mevcuttur[8]. Ancak bizim olgumuzda tek kit-
le lezyonu saptandı.
Erkek genital schwannomlarının klinik ve radyolojik bulguları 
nonspesifik olup lezyon diğer solid tümörlerle karıştırılabilir. Bu 
tümörler büyük boyuta ulaşıp komşu yapılara bası etkisine ne-
den olarak ağrı, disüri, üriner retansiyon gibi sekonder semp-
tomlara neden oluncaya kadar genellikle asemptomatiktirler. 
Hastalarda en sık görülen bulgu ağrısız genital kitledir[9]. Bizim 
olgumuzda da bası bulgusu olmaksızın ele gelen kitle şikâyeti 
mevcuttu. 
Schwannomaların tanısı oldukça zordur. Radyolojik bulgular sık-
lıkla nonspesifiktir. 
Ultrasonografi lezyonun intratestiküler veya ekstratestiküler 
olup olmadığını belirlemede hızlı ve doğru sonuç vermektedir. 
US ile solid ve kistik tümörler ayırt edilebilir. Ekstratestiküler 
ve kistik kitlelerde spesifik tanı (hidrosel, epididim kisti, variko-
sel) sıklıkla konabilir ve lezyonun benign olduğu kanısına varı-
labilir. Solid ekstratestiküler kitlelerin sonografik özellikleri ve 
Doppler US bulguları ile tanısı kistik lezyonlara göre daha so-
runludur [10]. 
Bilgisayarlı tomografi tetkiki uzak yayılımını belirlemede yar-
dımcı olabilir. 
Oliver ve arkadaşlarının çalışmasında MRG’ nin skrotal lezyonla-
rın saptanması ve lokalizasyonunun tam olarak belirlenmesinde 
güvenilir olduğu gösterilmiştir. Ayrıca MRG ile kistik- solid, yağ 
ve fibrozis gibi çeşitli lezyon tipleri karakterize edilebilir. 
İntratestiküler ve ekstratestiküler hastalıklarının ayrımında 
MRG’nin yüksek tanısal doğruluk gösterdiği bulunmuştur. Skro-
tal lezyonların karakterizasyonunda MRG bulguları cerrahi giri-
şim sıklığında bir azalma sağlayarak maliyetleri azaltabilir[11].
Asıl tedavi cerrahi ile total eksizyondur. Büyük, benign, tam ola-
rak eksize edilemeyen lezyonlarda nüks olabilmesine rağmen 

Resim 2. Manyetik rezonans görüntüsü. T 1 ağırlıklı axial(A), T 2 ağırlıklı axial(B), T 
2 ağırlıklı FS koronal(C), T 2 ağırlıklı sagittal görüntülerde; normal görünümde tes-
tisler (içi dolu ok), orta skrotal bölgede yerleşen intra-skrotal ve ekstra-testiküler 
kitle lezyonu (içi boş ok), inguinal herni (ok başı) izlenmektedir(D).

Resim 1. Ultrasonografi görüntüsü.B mod ultrasonografi; orta skrotal bölgede 
yerleşen intra-skrotal ve ekstra-testiküler heterojen kitle lezyonu saptanmıştır(A). 
Doppler ultrasonografi; hipervasküler kitle lezyonu mevcuttur(B).
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malign değişim nadirdir [7]. Bu hastalarda uzun süreli takip ge-
reklidir. 
Sonuç olarak, skrotal schwannomlar, nadir görülen oldukça iyi 
prognozlu benign tumörlerdir. Radyolojik görüntüleme yöntem-
leri ile kitle lezyonu görüntülenebilirsede spesifik bir görünümü 
yoktur. Tedavisi tümörün tamamen çıkartılmasıdır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Meme kanseri kadınlarda en sık görülen kanserdir. 85 yaşına ulaşan her sekiz ka-

dından birinde (%13,4) meme kanserine yakalanma riski vardır. Meme kanserleri-

nin % 5-10’una, kalıtımsal geçiş gösteren BRCA-1 ve BRCA-2 gibi germline mutas-

yonlar yol açar. Mutasyon taşıyıcılarında yaşam boyu meme kanseri gelişme ris-

ki % 90’a, over kanseri gelişme riski ise % 40’a varmaktadır. Profilaktik mastek-

tomi mevcut korunma yolları arasında meme kanseri oluşma riskini en etkin şekil-

de azaltan tedavi yöntemidir. Biz bu çalışmada, BRCA gen analizi sonrası yaşam 

boyu meme ve over kanseri gelişme riski yüksek tespit edilen, profilaktik amaçlı 

bilateral ooferektomi ve bilateral mastektomi olan 39 yaşında bir kadın olgumu-

zu sunmayı amaçladık.

Anahtar Kelimeler

Meme Kanseri; Profilaktik Mastektomi; BRCA Gen Mutasyonu

Abstract

Breast cancer is the most common cancer in women.  One in eight women 

reached at the age of 85 (13,4 %), are at risk of developing breast cancer.  5-10% 

of breast cancers inherited and passes germline mutations such as BRCA-1 and 

BRCA-2. In mutation carriers,  lifetime risk of developing breast cancer is 90%, the 

risk of developing ovarian cancer is 40%.  In existing protection ways, prophylactic 

mastectomy is the most effective way to reduce risk of breast cancer occurrence. 

In this study,  we aimed to present a 39 years old woman case who detected high 

risk of developing lifetime breast and ovarian cancer after  BRCA genes analyze 

and performed prophylactic bilateral oophorectomy and bilateral mastectomy.
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Giriş
Meme kanseri kadınlarda en sık görülen kanserdir. 85 yaşına 
ulaşan her sekiz kadından birinde (%13,4) meme kanserine ya-
kalanma riski vardır. Ailede meme veya over kanseri varlığı veya 
erken yaşta meme kanserine yakalanan bir akrabanın olması, 
bilinen BRCA-1, BRCA-2 mutasyonu meme kanseri riskini art-
tırmakta; dolayısıyla bu hastalarda hekimleri kanser oluşum ris-
kini azaltmaya yönelik birtakım önlemler almaya itmektedir [1].
Meme kanserlerinin % 5-10’una, değişen penetransta otozo-
mal dominant kalıtımsal geçiş gösteren BRCA-1 ve BRCA-2 gibi 
germline mutasyonlar yol açar. BRCA-1’deki germline mutas-
yonlar kalıtsal meme kanserlerinin % 45’inde, kalıtsal over kan-
serlerinin ise en az % 80’inde predispozan bir genetik faktördür. 
Kadın mutasyon taşıyıcılarında % 90’a varan bir yaşam boyu 
meme kanseri gelişme riski ve % 40’a varan bir yaşam boyu 
over kanseri gelişme riski vardır. BRCA-2 mutasyonunun taşıdı-
ğı meme kanseri riski % 85’e yakındır. Yaşam boyu over kanseri 
gelişme riski ise % 20’ye yakın olarak hesaplanmıştır [2].
Biz bu çalışmada, BRCA gen analizi sonrası yaşam boyu meme 
ve over kanseri gelişme riski yüksek tespit edilen, profilaktik 
amaçlı bilateral ooferektomi ve bilateral mastektomi olan 39 
yaşında bir kadın olgumuzu sunmayı amaçladık.

Olgu Sunumu
39 yaşında kadın hastadır. Annesi 48 yaşındayken bilateral 
meme kanseri nedeniyle bilateral mastektomi ve aksiler disek-
siyon ameliyatı olmuş. Annesinin babaannesi meme kanseri ne-
deniyle vefat etmiş. Halası endometrium kanseri nedeniyle ope-
re olmuş. Meme ve jinekolojik muayenesinde patoloji tespit edil-
meyen hasta, aile öyküsü nedeniyle kansere yakalanacağı endi-
şesini taşıyordu. Bunun üzerine kendisine BRCA gen analizi yap-
tırmasını önerdik. Özgeçmişi ve aile öyküsü göz önüne alınarak 
yapılan incelemede mutasyon riskinin yaşıtlarına göre BRCA-1 
için 14 kat, BRCA-2 için 18 kat artmış olduğu hesaplandı. Ya-
şam boyu meme kanserine yakalanma riski % 65.5, over kanse-
rine yakalanma riski % 72.4 olarak hesaplandı. Bu riskle yaşa-
mak istemediğini, profilaktik salpingoooferektomi ve mastekto-
mi olmak istediğini bildirdi. Histerektomi ve profilaktik salpin-
goooferektomi olmasının ardından kliniğimize bilateral mastek-
tomi için başvurdu. Hastaya bilateral cilt koruyucu mastektomi 
ile beraber aynı seansta bilateral subpektoral alana klasik Bec-
ker tip protez yerleştirildi (Resim 1,2). Postoperatif komplikas-
yon gelişmeden taburcu edildi. Bu operasyonlardan sonra psiko-
lojik olarak rahatlamış ve memnun olduğunu bildirdi. Postopera-
tif histopatolojik incelemede sağ memede lobüler hiperplazi, sol 
memede sklerozan adenozis rapor edildi.

Tartışma
BRCA mutasyonu olan bir kadının meme kanserine yakalanma 
riski 30 yaşında yaklaşık %30 olmakta ve bu 50 yaşına kadar 
her yıl %2, 50 yaş sonrasında her yıl %1 artarak 70 yaşında yak-
laşık %85-90’a ulaşmaktadır [3].
Profilaktik mastektomi endikasyonları; güçlü aile hikâyesi (50 
yaşından önce meme kanserine yakalanan anne, kız kardeş veya 
kız çocuğu), BRCA-1 veya BRCA-2 gen mutasyonu, geçirilmiş 
meme kanseri hikâyesi, duktal ya da lobüler karsinoma insitu 
tanısı almış olmak, 30 yaşından önce göğüs bölgesine ışın teda-
visi almış olmak, mamografide yaygın mikrokalsifikasyon odak-

ları olması ve hastanın isteğidir [4].
Profilaktik mastektomi, BRCA mutasyonu taşıyan kadınların 
kanser riskini ciddi oranda azaltmaktadır. BRCA gen mutasyo-
nu taşıyan 570 sağlıklı kadının takibini içeren bir çalışmada, mu-
tant geni taşıyan bu kadınlardan 212 tanesi profilaktik mastek-
tomi ameliyatı geçirmiş. İzleyen zamanda, bu ameliyatı olma-
mış kadınların %16’sı meme kanseri tanısı almasına rağmen, 
ameliyat olanların hiçbiri meme kanserine yakalanmamıştır [5].
Yapılan çalışmalar profilaktik mastektominin meme kanseri in-
sidansını ve meme kanserinden ölüm oranını azalttığını göster-
miştir. Güçlü aile hikayesi olan kadınlar en yüksek riskli olarak 
bildirilmektedir [6]. Skolnik ve arkadaşlarının dört kadrandan bi-
yopsiler alarak yaptıkları çalışmada ailesinde meme kanseri hi-
kayesi olan kadınlarda atipik duktal hiperplazinin kontrol gru-
bundaki hastalara oranla 3 kat yüksek olduğu bildirilmiştir [7].
Profilaktik mastektomi, meme kanserinden korunma yolları ara-
sında en etkin yöntemdir. Çeşitli yayınlarda koruyuculuk oranı 
10 yıllık takiplerde %85–94 arasında değişmektedir [8]. Rey-
nolds ve ark. tarafından yapılan çalışmada, BRCA mutasyon ta-
şıyıcılarında profilaktik meme başı koruyucu mastektominin uy-
gun ve güvenli olduğu bildirilmiştir [9]. Yine Peled ve ark. nın 
yaptığı çalışmada BRCA mutasyonu olan hastalarda deri koru-
yucu mastektomi 4 yıllık takipte güvenli bir işlem olarak bildiril-
miştir [10]. Biz de hastamıza bu işlemi uyguladık.
Derikoruyucu mastektomi sonrasında meme başı, areola, aksil-
ler kuyruk ve deri fleplerinin altında %5-10 arasında meme do-
kusu kalmaktadır. Deri flepleri nekadar ince kaldırılırsa geriye 
kalan doku miktarı okadar az olmakta; ancak ince kaldırılan flep-
lerde nekroz görülme olasılığı da artmaktadır [11]. Biz operas-
yon sırasında geride kalan meme dokusunun mümkün olduğun-
ca az olması için, flepleri ince tuttuk. 

Resim 1. Bilateral cilt koruyucu mastektomi, operasyon görüntüsü.

Resim 2. Postoperatif erken dönem görüntüsü.
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Pahalı olması ve yabancı bir cisim yerleştirilmesi gibi dezavan-
tajlarına karşın, basitliği, operasyon süresinin kısalığı ve has-
ta tatmininin çok yüksek olması nedeniyle seçilmiş hastalarda 
Becker tip protez ile rekonstrüksiyonun iyi bir seçenek olduğu 
düşünülmektedir [12]. Bu avantajlarının yanında, fleplerdeki in-
celikten dolayı oluşabilecek nekroz olasılığı nedeniyle rekons-
trüksiyon için Becker tip protez tercih ettik.
Bir ailede 50 yaşından önce over ya da meme kanseri geliş-
miş iki ya da daha fazla kadın varsa kalıtsal meme kanseri ris-
ki dikkate alınır [13]. Bizim hastamızın annesi 48 yaşında bilate-
ral meme kanseri olması nedeniyle hastamıza gen analizi yapıl-
masını istedik. Sosyal Güvenlik Kurumu tarafından ödenmediği 
için hasta tarafından karşılandı. Endikasyonu olan her hastaya 
bu analizin yapılması durumunda profilaktik mastektomi sayısı-
nın artacağını düşünmekteyiz.
Profilaktik mastektomi sonrası aynı oturumda meme onarımı 
yapılması, hastanın beden imge algısında yaşayacağı değişik-
likleri en aza indirmesi ve daha sonra ek bir travma yaşamasını 
ortadan kaldırmasıyla daha avantajlıdır [11].
Sonuç olarak güçlü aile hikayesi olan kadınlar meme kanseri ge-
lişmesi açısından yüksek riske sahiptir. Meme kanseri riski taşı-
yan kişilerde profilaktik mastektomi yapılması büyük oranda ko-
ruyuculuk sağlamaktadır. Deri koruyucu mastektomi BRCA mu-
tasyonu olan hastalarda güvenli bir işlemdir. Eş zamanlı onarım 
yapılması en iyi seçenektir.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Doğum travmasına bağlı femur kırığı gelişimi nadir olmakla birlikte sezaryenle do-

ğum esnasında meydana gelebilir. Bu olgu sunumunda makat geliş nedeniyle se-

zaryen uygulanan hastada gelişen sağ femur kırığını tartıştık. Yenidoğan bryant 

traksiyonda immobilize edilerek tedavi edildi. Femur kırığı gelişen olgularda has-

tanede 3 hafta bryant traksiyon uygulamanın güvenli ve başarılı bir tedavi yönte-

mi olduğunu düşünmekteyiz.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Femoral fracture due to birth trauma which is rare, can ocur during cesarean sec-

tion. This case represents a new born delivered by cesarean section for breech 

presentation who sustained proximal fracture of the femur. Then newborn was 

treated with immobilization in bryant traction. Bryant’s traction for 3 weeks in 

hospital is a safe method for the treatment of femoral fractures in neonates,and 

the outcome is good.
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Giriş
Doğuma bağlı yenidoğan travması nadir olarak görülmekle bir-
likte, doğum esnasında gelişebilecek uzun kemik kırıkları iri be-
bek ve makat geliş gibi doğumu zorlaştıran durumlarda daha 
sık meydana gelir [1]. Makat geliş nedeniyle sezaryen uygula-
nan hastalarda femur kırığı gelişimi daha nadir olmakla birlikte 
yinede mümkün olduğu literatürde bildirilmiştir [2]. Hannah ve 
ark. çok merkezli randomize yaptıkları çalışmada; uzun kemik kı-
rığı gelişimi sezaryenle doğum esnasında %0.1 iken, vajinal do-
ğumda bu oran %0.5 olarak rapor edilmiştir [3]. Bu olgu sunu-
munda makat geliş nedeniyle sezaryen uygulanan hastada geli-
şen sağ femur kırığını tartışmayı amaçladık.

Olgu Sunumu
Sağlıklı 32 yaşında annenin 2. gebeliğinin 38. haftasında ma-
kat geliş nedeniyle epidural anestezi altında sezaryen ile doğan, 
2480 gr ağırlığında kız bebek doğum sonrası yapılan ilk muaye-
nede sağ uylukta belirgin ödem, deformite ve karşı ekstremite-
ye kıyasla hareketlerinde zayıflık tespit edildi. Klinik şüphe üze-
rine ortopedi tarafından değerlendirilen hastaya çekilen uyluk 2 
yönlü grafide sağ femur proksimalinde komplet deplase fraktür 
tespit edildi (Resim 1). Direkt grafide kemik yapısı ve minerili-
zasyonu normal olarak değerlendirildi. Yeni doğanda başka bir 
kemik kırığı, gözlerde mavi sklera veya hipotoniye rastlanma-
dı. Hastaya yenidoğan yoğun bakım servisinde, kalça 900 fleksi-
yonda diz tam ekstansiyonda bryant traksiyon kurularak sağ fe-
mur immobilize edildi (Resim 2). 10. Günde çekilen kontrol uyluk 
grafisinde kallus gelişiminin başladığı, 20. günde kallus dokusu-
nun belirginleştiği gözlendi. 3 hafta sonunda traksiyon sonlandı-
rıldı, pavlik bandajına geçilerek hasta taburcu edildi. Taburculuk 
sonrası 2 hafta pavlik bandajında takip edilen hastada 5. haf-
ta sonunda çekilen grafide kaynamanın görülmesi üzerine pavlik 
bandajı sonlandırıldı (Resim 1). Doğumdan 20 hafta sonra yapı-
lan muayenede her iki alt ekstremitenin eşit uzunlukta ve hare-
ketlerinde kısıtlılık olmadığı görüldü.

Tartışma
Literatürde sezaryen esnasında meydana gelen femur kırığı ol-
gusu oldukça nadirdir [4]. İkiz gebelik, uterusun yetersiz gevşe-
mesi, myom varlığı ve bizim olgumuzda olduğu gibi makat pre-
zentasyonu bu komplikasyonun gelişimine zemin hazırlayan fak-
törler arasında sayılmaktadır [5]. Zor doğum öyküsü olan yeni-
doğanın ilk muayenesinde lokalize hassasiyet, şişlik ve deformi-
teye eşlik eden kısalma bulunan hastalarda tanı için direkt rad-
yografiler yeterlidir. Femur kırığı tespit edilen hastalarda damar 

ve sinir muayenesi yapılmalı bulgular karşı taraf ile karşılaştırıl-
malıdır [4]. Nazik redüksiyonu takiben atel veya traksiyonda tes-
pit uygulanır [4]. Tespitten sonra nörovasküler bir sorun sapta-
nırsa atel açılmalı ve tekrar manipülasyon yapılmalıdır [4]. Bi-
zim olgumuzda redüksiyon öncesinde veya sonrasında nörovas-
küler muayene normal olarak değerlendirildi. Yeni doğandaki fe-
mur kırığı tedavisinde pavlik bandajı, bryant traksiyon ve pelvi-
pedal alçı uygulanabilir [5]. Biz hastamızda ilk 3 hafta uygun bir 
pozisyon sağlamak için bryant traksiyon uyguladık. Cilt traksiyo-
nu oldukça etkili olmakla birlikte akılda tutulması gereken çeşit-
li sorunlar ve komplikasyonlar vardır. Popliteal arterin gerilme-
sine ve eksternal sargının bacağa kompresyonundan kaynakla-
nabilen dolaşım bozukluğu ciddi bir komplikasyondur [5]. Bunun 
dışında cilt traksiyonunun tüm tiplerinde cilt kabarması ve so-
yulmasına karşı dikkatli olunmalıdır. Uyluk çok şiş ise aşırı kal-
ça fleksiyonu femoral sinir palsisine yol açabilir, bu yüzden teda-
vi sırasında kuadriceps fonksiyonu haftalık olarak takip edilme-
lidir [5]. Kallus dokusu gelişimini takiben uygulanan pavlik ban-
dajı, pelvipedal alçıya kıyasla aile için bebeğin bakımını oldukça 
kolaylaştırmaktadır.
Sonuç olarak; sezaryenle doğum vajinal doğumla karşılaştırıl-
dığında özellikle makat prezentasyonu gibi durumlarda kompli-
kasyon gelişimini azaltır fakat tamamen ortadan kaldırmamak-
tadır. Biz femur kırığı gelişen olgularda bryant traksiyon ve taki-
ben pavlik bandaj uygulamanın güvenli ve basit bir tedavi yön-
temi olduğunu düşünmekteyiz.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Resim 2. Sağ bacak ekstansiyonda immobilize edildi

Resim 1. Sol tarafta kırık hattı görülmekte, sağ tarafta tedavi sonrası kırık hattının 
kaynadığı görülmekte. 
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Özet

Seboreik keratoz (SK) deride görülen en sık benin epidermal tümördür ve genellikle 

gövdede,  deriden kabarık, kahverengi-siyah renkte, papul, plak veya nodul şeklin-

de görülür. Seboreik keratoz sıklığına rağmen etyolojisi bilinmez. Lezyonların bü-

yüme ve mikroskopik özellikleri siğillere benzer fakat human papilloma virus (HPV) 

genellikle saptanmaz. Genital bölgede SK nadir görülür. Burada 41 yaşında erkek 

hastada sadece genital bölge yerleşimli bir SK olgusu nadir görüldüğü için sunul-

muştur. Bu olgunun HPV ile ilişkisini belirlemek amacı ile hibrid capture 2 yönte-

mi ile HPV DNA taraması yapılmış fakat tespit edilmemiştir. Kondilomalarda se-

boreik keratoz ayırıcı tanıda düşünülmeli ve gereğinde dermoskopi ve histopato-

loji ile tanı kesinleştirilmelidir. Genital bölge seboreik keratozlarında HPV tarama-

sının yapılacağı kapsamlı çalışmalar HPV’ nin SK patogenezindeki yerinin belirlen-

mesine katkı sağlayacaktır.
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Abstract
Seborrheic keratoses (SK) are most common tumors and they are most common 
on the trunk. The lessions are found in varying color brown to black and forms; 
papules, plaques, nodules.  The origin of SK is unknown. Although they often have 
the same gross and microscopic patterns with common warts, human papilloma 
virus (HPV)  particles are usually not present. Seborrheic keratoses rarely occurs 
in the genital area and is often neglected in differential diagnosis of polypoidal 
lesions like condylomas. Because os a rare condition here a case of 41 year-old, 
male patient with seborrheic keratoses in the genital area was presented. Human 
papilloma virus  DNA was not detected in the lesion by hybrid capture 2 assay. 
Seborrheic keratoses should be considered in the differential diagnosis of condy-
lomas and the diagnosis should be confirmed by dermoscopy and histopathology. 
HPV screening in these lesions will help to clarify the pathogenic contributing 
role of HPV.

Keywords
Seborrheic; HPV DNA Tests; Condylomata Acuminata

Korkut Bozkurt1, Şenay Ağırgöl2, Hayati Beka3

1Milas Devlet Hastanesi Patoloji Bölümü, Muğla, 2Milas Devlet Hastanesi Dermatoloji Kliniği, Muğla,
3İstanbul Üniversitesi, İstanbul Tıp Fakültesi, Tıbbi Mikrobiyoloji Anabilim Dalı, Viroloji ve Temel İmmunoloji Bilim Dalı, İstanbul, Türkiye

Journal of Clinical and Analytical Medicine  | 383



 | Journal of Clinical and Analytical Medicine

Genital Seboreik Keratoz / Seborrheic Keratosis of Genital Area

2

Giriş
Seboreik keratoz (SK) deride görülen en sık benign epidermal 
tümördür ve genellikle gövdede bulunur. Ayrıca yüzde saçlı deri 
sınırında, ensede, kol ve bacakların üst kısımlarında da görü-
lebilir. Seboreik keratoz patogenezi bilinmemektedir [1,2]. Yaş-
lanma ve güneşe maruziyet risk faktörü olarak kabul edilmek-
tedir [3]. Son zamanlarda yapılan bazı çalışmalarda genital ve 
non-genital SK lezyonlarında human papilloma virus (HPV) tip-
leri tespit edilmiştir ve patogenezde rol alabileceği düşünülmüş-
tür [4,5]. Seboreik keratoz tanısında klinik muayene sıklıkla ye-
terli olmakla beraber atipik olgularda dermoskopi ve histopa-
tolojik inceleme gerekebilir. Histopatolojisinde benign bazalo-
id epitelyal hücrelerin proliferasyonu ve pseudokistler görülür 
[1,3]. Burada nadir yerleşim alanı olduğu için sadece genital böl-
ge yerleşimli bir seboreik keratoz olgusu sunulmuştur. Bu olgu-
nun HPV ile ilişkisini belirlemek için hibrid capture 2 (HC2) yön-
temi uygulanmıştır.

Olgu Sunumu
41 yaşında, erkek, bekar hasta, 1 yıldır pubiste başlayıp büyü-
yen ve penis köküne doğru artan kahverengi lezyonlar nedeni 
ile hastanemize başvurdu. Hastanın yapılan muayenesinde pu-
bisten kırık hat şeklinde vertikal olarak penise doğru uzayan ve 
penis kökünün üst kısmını horizontal olarak kaplayan kahveren-
gi, üzerinde foliküler çıkıntıların belirginleştiği grube, polipoid 
lezyonlar görüldü. Hastanın isteği ile pubiste ve penis kökün-
de bulunan lezyonların bir kısmı eksize edildi. (Resim1) Bu doku-
ların yapılan histopatolojik incelemesinde epidermiste bazaloid 
hücre proliferasyonu, pseudohorn kistleri, bazal keratinositler-
de pigmentasyon artışı izlendi. Papiller dermiste dağınık mela-
nofajlar görüldü. (Resim 2) Bu histopatolojik bulgular ile hasta-
ya seboreik keratoz tanısı kondu. Hastanın tedavisinde kriyote-
rapi planlandı ancak hasta lezyonlarının tamamının eksize edil-
mesini tercih etti. Kalan bütün lezyonlar eksize edildi ve histo-
patolojik olarak incelendi. Bu lezyonların histopatolojik incele-
meleri de SK olarak değerlendirildi. 2 farklı zamanda eksize edi-
len dokularda etyolojiyi belirlemek amacı ile HPV DNA aranma-
sı ve tiplendirilmesi için parafin gömülü dokularda HC2 yönte-
mi uygulandı [6].

Hibrid Capture 2 yöntemi
Hibrid capture 2 yöntemi nükleik asit sinyal amplifikasyonu te-
meline dayanan bir testtir. Kemolüminasyon yoluyla tespit esa-

sına dayanır ve HC2 testi temel olarak 5 basamakta çalışır.  
1) Nükleik asitin denatüre olması ve salınması,
2) Hedef DNA ve RNA probunun hibridize olması,
3) RNA: DNA hibridlerinin solid faza geçirilmesi,
4) Yakalanan hibridlerin multipl antikor konjugatlarıyla reaksiyo-
nu,
5) Kemolüminasyon sinyallerinin luminometrede okunması,
Hibrid capture 2 HPV DNA (Qiagen, USA) kiti çalışma prosedü-
rüne uygun bir şekilde kullanılmıştır. HPV DNA düşük risk gru-
bunda 6,11,42,43,44 ve yüksek risk grubunda 16,18,31,33,35,3
9,45,51,52,56,58,59,68 tipleri yer almaktadır
Bu yöntemle yapılan çalışmada olgumuzda HPV DNA’ sı tespit 
edilmedi. Hasta 6 aydır lezyonsuz olarak takip edilmektedir.

Tartışma
Seboreik keratoz atipik klinik şekiller ve atipik yerleşim bölgele-
ri gösterebilir. Genital bölge nadir yerleşim alanıdır ve bildirilen 
vaka sayısı fazla değildir.  Bu bölgedeki lezyonlar kondiloma ak-
kuminata ve malign melanom, akrokordon ile karışabilir [7]. Ge-
nital seboreik keratozun sebebi çok bilinmemekle birlikte sür-
tünme ve HPV’nin rol alabileceği düşünülmektedir [1].
Sadece genital bölgede yerleşen seboreik keratoz olgu bildirimi 
nadirdir [7-9]. Jagdeep ve ark. [7] ve Friedman ve ark. tarafın-
dan bildirilen olgularda lezyonlar 15 -20 yıl gibi uzun süre mev-
cuttu [8].  Bizim olgumuzda lezyonlar 1 yıldır vardı ve giderek ar-
tıyordu. Histopatolojik inceleme sonucu seboreik keratoz olarak 
raporlanmaması durumunda hastanın erkek ve bekar olması ne-
deni ile kondilom tanısı düşünülerek dermatolojik muayanede 
foliküler çıkıntıların belirginliği de gözden kaçabilirdi.
Seboreik keratoz patogenezi bilinmemektedir. Lezyonlar siğil-
lerle benzer büyüme paterni ve histopatolojik özellikler göste-
rir [2]. Non genital SK olgularında HPV birlikteliği daha önce ya-
pılan çalışmalarda tespit edilmiştir ve patogenezde önemli bir 
rol aldığını düşündürmüştür [4]. Ackerman sadece genital lezyo-
nu olan ve HPV saptanan olguların ise aslında kondiloma akku-
minata olduğunu belirtmiştir. Histopatolojik incelemede koilo-
sit bulunması kondilom olarak değerlendirilmesi gerektiği sa-
vunulmuştur [10].
Genital bölge SK olgularında PCR ile HPV DNA %70-72 oranında 
rastlanmıştır [3,5]. Tardio ve arkadaşlarının yaptıkları çalışma-
da genital SK lezyonlarını HPV ilişkili lezyonlar olarak değerlen-
dirmişlerdir. Bu çalışmada koilositoz ve kondilom ile ortak histo-
patolojik özellikler içeren olgular çalışma dışı bırakılarak PCR ile 

Resim I. Genital bölgede polipoidal lezyonlar   

Resim II. Histopatolojik incelemede pseudohorn kistler (HEx25)
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HPV pozitifliği %70 oranında tespit edilmiştir ve en sık HPV 6’ 
a rastlanmıştır. Kırk dokunun değerlendirildiği çalışmada 6 penil 
SK lezyonlarının sadece penil alana lokalize olup olmadığı bilgi-
si mevcut değildir. Bu araştırmacılar non genital seboreik kera-
tozlar ile karşılaştırıldığında genital bölgedeki SK lezyonlarında 
HPV sıklığının fazla olmasının patogenezlerinin farklı olabilece-
ğini savunmuşlardır [3].
Bizim olgumuzun histopatojisinde koilositoz ve HC2 yöntemi ile 
HPV DNA’sı tespit edilmedi. Olgumuz genital SK patogenezinde 
HPV dışında bir etken olabileceğini düşündürmektedir. 
Sonuç olarak kondiloma akkuminata lezyonlarında SK da ayırı-
cı tanıda düşünülmeli ve gerekirse histopatolojik inceleme yapıl-
malıdır. Genital seboreik keratoz olgularının çalışıldığı daha ge-
niş olgu serilerinde HPV taraması yapılan çalışmalar, HPV ve SK 
arasındaki ilişkiyi belirlemeye katkı sağlayacaktır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Lenfoepitelyoma benzeri karsinom küçük hücreli dışı akciğer kanserlerinin alt gru-

bunda yer alan ve morfolojik olarak nazofarenks yerleşimli lenfoepitelyomaya 

benzerlik gösteren, akciğerin nadir görülen bir tümörüdür. İlk olarak 1987 yılında 

Begin ve arkadaşları tarafından tanımlanmıştır. Biz de kliniğimizde cerrahi uygu-

lanan iki olguyu literatür eşliğinde irdeledik. 
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Abstract

Lymphoepithelioma-like carcinoma, which belongs to a subgroup of non-small cell 

lung cancer and morphologically resembles to lymphoepithelioma located in the 

nasopharynx, is a rare tumor of the lung. It was first described by Begin and oth-

ers in 1987. We evaluated two patients who underwent surgery in our clinic after 

reviewing medical literature.
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Introduction
Lymphoepithelioma-like carcinoma (LLC), which belongs to a 
subgroup of non-small cell lung cancer and morphologically re-
sembles to lymphoepithelioma located in the nasopharynx, is a 
rare tumor of the lung.  It was first described by Begin et al in 
1987 [1-3].  It is mostly found among  young, non-smoking male 
patients in Southeast Asia countries and frequently in Hong 
Kong, Taiwan and Guangdong regions of China [4]. Although Ep-
stein Barr Virus (EBV) infection is thought to play a major role in 
its etiology, according to medical literature, its relationship with 
EBV has not been demonstrated in studies conducted among 
few non-Asian patients [5]. We evaluated two patients who un-
derwent surgery in our clinic after reviewing medical literature. 

Case Report  I
Sixty four years old male patient with a history of cigarette 
use applied to our hospital on detection of opacity at the right 
upper zone in the routine control chest X-ray. Thoracic com-
puterized tomography (CT) revealed a soft tissue mass about 
2 cm extending through the right upper bronchus and affected 
several lymph nodes in the mediastinal region with  the largest 
being 11 mm (Figure-1A). Endobronchial lesion was not seen 
during fiberoptic bronchoscopic examination. With preliminary 
diagnosis of pulmonary malign neoplasm, a  computerized to-
mography integrated positron emission tomography (PET/CT) 
was conducted for the aim of staging; results revealed a 4x1.5 
cm soft tissue mass at the apex, SUVmax was 16.2, 1cm lymph 
node at right hilum SUVmax was 3.2 and a SUVmax of  0.9  
in the sub-centimeter lymph nodes at inferior lobe of superior 
segment of the right lung (Figure-1B). Right upper lobectomy 
and mediastinal lymph node dissection were performed.

In the histopathologic evaluation; the macroscopic gross tu-
mor was 2.5x2x2 cm in  size, closely related to bronchus, hard, 
bleeding and had irregular contours. Immunohistochemical 
studies revealed CD8 positivity  in the keratinic, epithelial as 
well as lymphoid areas of the tumor. The areas were negative 
for CD1a, S100, CK7 and EBV where as CD68, CD3 and CD20 
stained heterogeneously. The lymph nodes numbered 7, 8 and 
10 were evaluated as reactive hyperplasia. At the end of the 
histopathologic assessments, the result was reported as LLC; 
stage T1bN0M0. There was no need for adjuvant therapy.  No 
recurrence or metastasis was  detected in the PET/CT per-
formed at the end of the first year (Figure-2).

Case Report II
Sixty years old male patient, a smoker without any complain 
administered to our clinic on detection of a suspected mass 
in his chest X-ray at right upper zone of the lung and a 3 cm 
mass on  thoracic CT examination. The PET/CT was reported 
a malign lesion, 48x57mm oat right lung upper lobe anterior 
segment with SUVmax:18.5 (Figure-3). Although there was not 

any endobronchial lesion detected as a result of bronchoscopic 
investigation, the results of transthoracic fine needle aspira-
tion biopsy were reported as reactive inflammation. The patient 
whose  radiological examination suggested malignity, but no 
definitive diagnosis had  the lymph nodes numbered 2, 4 and 
7 excised mediastinoscopically. All lymph nodes were reported 
as reactive hyperplasia. Right upper lobectomy and mediastinal 
lymph node dissection was  performed.  
Result of the histopathologic evaluation; reported a macro-
scopic tumor 3 cm sized with negative surgical margins. All of 
the lymph nodes excised from station number 9, 10, and 11 
were evaluated as reactive hyperplasia. The result of pathologic 
evaluations was reported as LLC; stage T1bN0M0. The patient 
who at this point was on his postoperative 2nd month, was dis-
cussed at the oncological meeting and subsequent radiological 
follow up was planned. 

Discussion
Besides the fact that pulmonary LLC is a rare non-small cell 
pulmonary carcinoma, interestingly it is more common in Asian 
patient population and particularly at the south of China. In a 
study with 32 patients conducted by Han et al [6], LLC has been 
demonstrated to be related with EBV cover RNA-1 antigen posi-
tivity and EBV infection playing a role in the pathogenesis of  
the tumor. 

Figure 1. 2-cm mass in the right upper lobe on thorax CT (A), SUVmax 16.2 mass 
in the right upper lobe on preoperative PET-CT (B).

Figure 2. PET-CT appearance of the postoperative first year control

Figure 3. Malign lesion in right upper lobe anterior segment on PET-CT
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Lymphoepithelioma like carcinoma (LLC) is histologically high-
ly similar with the lymphoepithelioma of nasopharynx. Up to 
now, similar histological characteristics were detected in the 
stomach, skin, thymus, secretory glands, uterus, cervix, urinary 
system and lungs. Since the relationship of nasopharyngeal 
lymphoepitheliomas with EBV is demonstrated, serological, im-
munohistochemical or gene studies should be performed in LLC 
of other sites [7]. Bildirici et al. [3] reported that histologically  
the pulmonary LLC cannot be distinguished from undifferenti-
ated nasopharynx carcinoma and for this reason nasopharynx 
carcinoma and lymphoma should be ruled out by tissue biop-
sies. Detection of strong positivity for cytokeratin and epithelial 
membrane antigen in neoplastic cells supports diagnosis. Cas-
tro et al. [8] have also studied tissue leukocyte common antigen 
staining for the differential diagnosis with lymphoma.
Findings of previous research studies and case reports dem-
onstrate that the tumors are neoplasm with specific clinical 
and  pathological characteristics. Although it is seen in adult 
patients without differences between  genders, in only one case 
pulmonary LLC of childhood age has also been reported  in the 
medical literature. In a study by Curcio et al.[9], an 8 year old 
Chinese girl was diagnosed with pulmonary LLC and right upper 
lobectomy was performed. 
Pulmonary LLC is usually not associated with smoking and in 
contrast to other tumors, cigarette does not play role in its eti-
ology [3,10]. Both of our cases were  adult  males and were 
heavy smokers. 
In general cases of LLC are diagnosed via surgical operations. 
Results of minimally invasive procedures may provide informa-
tion on whether the diagnosis is uncertain or it is a non-small 
cell pulmonary malignancy of different histopathologic charac-
ter. Differential diagnosis from the lymphoepithelioma of naso-
pharynx is difficult. In early stages, curative surgical treatment 
of lymphoepitheliomas has a better prognosis than other non-
small cell pulmonary cancers. Early stage survival results are 
gratifying in patients who had surgery  [3,5,6]. In our cases the 
diagnosis was only possible by explorative  surgery  and in both 
cases lobectomy was performed . 
In the study conducted by JC.Ho et al. [11]; the cases with LLC 
and non-small cell pulmonary carcinomas were compared for 
prognosis and after 5 years of follow up survival was signifi-
cantly higher in Stages II,III,IV in cases of LLC, whereas  there 
was   no difference between the two groups in Stage I case.
Although lymph node metastasis was discovered in about 25 
% of the previous studies, hematogenous metastasis is rarely 
seen. Hematogenous metastases are only seen in the skeletal 
system [3].
Adjuvant chemotherapy was beneficial in advanced stage or 
nonresectable LCC tumors. In chemotherapy, chemotherapy 
regimens such as Cisplatin + 5-fluorouracil, Gemcitabine + Cis-
platin, 5-fluorouracil + Cisplatin + Leucovorin were used in both 
adjuvant and neo-adjuvant treatments [11,12].
Consequently, pulmonary LLC is a malignancy rarely seen out-
side  Far Eastern Asian countries, not related with EBV and 
needed to be treated as non-small cell pulmonary cancers. 
However, in order to determine the causes and responses to 
treatment of the LLC more case reports and genomic studies 
are needed. 
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Özet

Epileptik erkekler erektil disfonksiyon gibi cinsel fonksiyon bozukluğundan yakı-

nabilirler. Bu hastalarda karbamazepin gibi antiepileptik ilaç kullanımı erektil dis-

fonksiyonun nedeni olabilir.
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Abstract

Male epileptic patients may complain of sexual dysfunction such as erectile dys-

function. In these patients, the use of antiepileptic drugs such as carbamazepine 

may be a cause of erectile dysfunction. 
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Giriş
Epilepsi hem erkeklerde hem de kadınlarda artmış cinsel fonksi-
yon bozukluğu ile birliktedir [1]. Epileptik hastalarda görülen 
cinsel fonksiyon bozukluğunun etiyolojisinde birçok faktör rol 
oynamaktadır. Epilepsinin kendisi cinsel fonksiyon bozukluğuna 
neden olabildiği gibi bu durum antiepileptik ilaç kullanımına 
bağlı iyatrojenik de olabilir [1]. 
Biz bu yazıda, karbamazepin kullanımına bağlı cinsel fonksiyon 
bozukluğu gelişen iki olguyu ve bu olguların tedavi sürecine 
yaklaşımı tartıştık. 
 
Olgu Sunumu 1
34 yaşında erkek hasta cinsel istekte azalma ve erektil dis-
fonksiyonla polikliniğimize başvurdu. Hastanın IIEF-5 skoru 5 
idi. Hastada erektil disfonksiyon ile beraber yorgunluk, libido 
azalması, çabuk sinirlenme ve uyku problemleri mevcuttu. Has-
tada belirgin depresif ruh hali dikkat çekiciydi. Özgeçmişinde 
epilepsi nedeniyle yaklaşık 20 yıldır karbamazepin kullanımı 
dışında özellik yoktu fakat hasta son birkaç aydır konvülzyon 
ataklarının arttığından da yakınmakta idi. Total testosteron 
düzeyi 4,77 ng/mL (Referans değerleri:3,5-5 ng/mL)  olmasına 
rağmen Seks hormon bağlayıcı globulin(SHBG) 89,6 nmol/L 
(Referans değeri:14,5-48,4 nmol/L) idi. Serum albümin düzeyi 
ise 4,6 mg/dL olarak tespit edilmişti. Bu değerler ile hesap-
lanan serbest testosteron 0,0469 ng/mL (%0,983) iken biyo-
aktif testosteron ise 1,17 ng/mL(%24.6). Hasta SHBG düzeyini 
artırabilecek diğer nedenler açısından endokrinoloji kliniğine 
danışıldı. Hastanın yüksek SHBG düzeyinin karbamazepine 
bağlı olduğuna karar verilerek hasta antiepileptik tedavisinin 
düzenlenmesi için nöroloji kliniğine danışıldı ve hastanın ilaç 
tedavisine valproat ile devam edilmesi kararlaştırıldı. Valproat 
tedavisinin birinci ayında hasta yeniden değerlendirildi. IIEF-5 
skoru 24 olan hastanın total testosteron 4,8 ng/mL, SHBG  32 
nmol/L albümin ise 4,1 g/dL, hesaplanan serbest testosteron 
0,105 ng/mL (%2,19) ve biyoaktif testosteron düzeyi de 2,35 
ng/mL (%49,1) geldi. Hasta ED ve diğer bütün yakınmalarının 
iyileştiğini belirtmiştir.   

Olgu Sunumu 2 
Erektil disfonksiyon ve cinsel isteksizlik şikayeti ile başvuran 41 
yaşındaki erkek hastanın IIEF-5 skoru 8 idi. Hastanın ED ile be-
raber yorgunluk ve libido azalması yakınması mevcuttu.  Epilepsi 
nedeniyle yaklaşık 14 yıldır karbamazepin tedavisi alan hastanın 
total testosteron düzeyi 3,6 ng/mL, SHBG 81 nmoL/L, albü-
min 4,01 g/dL, hesaplanan serbest testosteron 0,0387 ng/mL 
(%1,07) ve biyoaktif testosteron düzeyi ise 0,848 ng/mL (%23,6) 
idi. Hasta SHBG yüksekliğine neden olabilecek diğer nedenler 
açısından endokrinoloji bölümü ile konsülte edildi. Hastanın 
yüksek SHBG düzeylerinin karbamazepine bağlı olduğuna karar 
verilerek hastanın antiepileptik ilaç tedavisi nöroloji bölümü ile 
konsülte edilerek valproat ile değiştirildi. Valproat tedavisinin 
1. ayında yapılan değerlendirmede hastanın IIEF-5 skorunda 
12 puan artış (total puan 20) tespit edildi. Hastanın total tes-
tosteron düzeyi 4,3 ng/mL, SHBG 33 nmol/L, albümin 4,1 g/dL, 
hesaplanan serbest testosteron 0,0909 ng/mL (%2,11)  ve biyo-
aktiftestosteron düzeyi ise 2,04 ng/mL (%47,3) olarak gözlendi. 
Hasta ED ve diğer yakınmalarının iyileştiğini belirtmiştir. 

Tartışma
Cinsel fonksiyon bozukluğu, cinsel aktivitenin erektil disfonksi-
yon ve libido kaybı gibi farklı yönlerini ifade etmektedir [1]. 
Epilepsili hastalarda cinsel fonksiyon bozukluğunun etiyolo-
jisi hala net değildir. Bununla birlikte, etiyolojide temel olarak 
nörolojik, endokrinolojik, iyatrojenik, psikiyatrik, bilişsel ve 
psikososyal faktörlerin rol oynadığı düşünülmektedir [2].  Epi-
lepsi, seks hormonlarının kan düzeyini değiştirerek cinsel fonksi-
yon bozukluğuna neden olabilir [1]. Her iki cinsiyette de cinsel 
fonksiyonla ilişkili olan biyoaktif testosteron düzeyi epileptik 
hastalarda sağlık popülasyona göre daha düşüktür [1]. Ayrıca, 
karaciğer enzimlerini indükleyen fenobarbütal, fenitoin ve 
karbamazepin gibi antiepileptik ilaçlar da seks hormonlarının 
kan düzeyini etkileyebilir [3]. Bu ilaçlar, aromataz aracılığı ile 
testosteronun östrodiole dönüşümüne neden olurlar. Artmış 
kan östrodiol düzeyi ise karaciğerde seks hormon bağlayıcı 
globülin sentezini artırarak biyoaktif testosteron miktarında 
azalmaya neden olur [1, 3]. Östrodiolün artması  hipotalamus 
ve hipofiz aksı üzerine etki ederek hipotalamustan GnRH’nın, 
hipofizden de LH ve FSH’ın salınımını bloke edebilmektedir. 
Östradiol, Leydig hücrelerinden LH reseptörlerini azaltarak an-
drojen sentezini de azaltmaktadır [4]. Bunlardan anlaşılacağı 
üzere karbamazepin indirekt olarak androjen sentezinin her 
basamağına etki edebilmektedir. Biyoaktif testosteron düzey-
lerindeki azalma fazla ve uzun süreli olduğunda total testos-
teron düzeyi normal olmasına rağmen testosteron yetmezliği 
yakınmaları oluşturabilmektedir [5]. Testosteron yetmezliğinin 
yakınmalarından biride depresif ruh halidir [5]. Bu nedenle 
düşük biyoaktif testosterona sahip hastalar psikojenik ED gibi 
değerlendirilebilmektedir. Sunumunu yaptığımız iki olguda da 
ED ile beraber testosteron yetmezliğine bağlı yakınmalar (libido 
kaybı, çabuk sinirlenme, uykusuzluk, depresyon, vb.) mevcuttu. 
Hayvan modellerinde testosteronun konvülzyon geçirmesini 
hem artırabileceği hem de önleyebileceği gösterilmiştir. Bu ko-
nudaki en ilginç çalışmalardan biride 5 alfa redüktaz inhibitörü 
finasterid ile yapılmış olan çalışmadır. Kellik tedavisi için tes-
tosteronu dihidrotestosterona (DHT) dönüşümünün engellen-
mesi amacı ile finasterid tedavisi alan hastalarda tedavinin ke-
silmesi ile düzelen, tekrarlayan konvülzyon atakları görülmüştür 
[6]. Endojen testosteron düzeylerinin aromataz inhibitörleri ile 
düzeltilmesi ile epilepsili bazı erkeklerde konvülzyonları tedavi 
edilebildiği gösterilmiştir [8]. Sunumunu yaptığımız olguların ik-
incisinde konvülzyon sıklığında artış yok iken, ilk olgu daha  fazla 
konvülzyon geçirdiğini ifade etmektedir. 
Valproat ise enzim indüklemeyen antiepileptik bir ilaçtır ve 
erkeklerde kullanımının hormonal sistem üzerine minör etkisi 
olduğu düşünülmektedir [7]. Epilepsisi olan erkeklerde, valproat 
kullanımı serum androjen konsantrasyonlarını etkileyebilir ve 
serum FSH seviyesini azaltabilir. Bu durumun, klinik önemi bil-
inmemekle birlikte valproat kullanan erkeklerde görülen azalmış 
fertiliteyi açıklayabileceği bildirilmektedir [8]. Bu nedenle, bizim 
olgularımızda olduğu gibi, biyoaktif testosteron düşüklüğünün 
eşlik ettiği cinsel fonksiyon bozukluğuna sahip enzim indükley-
en antiepileptik ilaç kullanan hastalarda ilaç tedavisinin enzim 
indüklemeyen bir ajanla değiştirilmesi makul bir seçenek gibi 
görünmektedir. Bu hasta grubunda testosteron replasman te-
davisi de bir tedavi alternatifi olarak karşımıza çıkmaktadır 
[8]. Fakat epileptik hastalarda testosteron kullanımı epilepsi 
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ataklarını artırabilmektedir [8]. Bununla birlikte, testosteron re-
plasman tedavisinin ek maliyeti ve yan etkileri nedeniyle antiep-
ileptik ilaç değişimi yapılmayan ya da ilaç değişiminden fayda 
görmeyen hastalarda uygulanması gerektiğini düşünmekteyiz.
Bu iki olgu aracılığı ile cinsel fonksiyon bozukluğuyla gelen erkek 
hastanın değerlendirilmesinde hastalık ve ilaç kullanımının 
sorgulanmasının önemini bir kere daha vurgulamak isti-
yoruz. İlaca bağlı gelişen cinsel fonksiyon bozukluğu, eğer 
yapılabiliyorsa, uygun ilaç değişimi ile başarılı bir şekilde te-
davi edilmektedir. Ayrıca, bu basit müdahale ile hasta gerek-
siz ek ilaç tedavisinin getireceği yan etki ve maliyetten de uzak 
tutulmuş olur.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Özet
Siringokistadenoma papilliferum benign bir deri tümörüdür. Tipik lezyon genellikle 
skalpta ve yüzde yumuşak doku kitlesi veya papül olarak görülür. Nadir olarak ab-
dominal duvar, vulva, skrotum, göz, dış kulak yolu, meme ucu, koltuk altı ve sırtta 
görülebilmektedir. Bu hastalığın kaynağı halen net olarak bilinmemektedir. Bura-
da sunduğumuz olguda hasta (30 yaşında bayan hasta) siringokistadenoma papil-
liferum için sık rastlanmayan bir lokalizasyon olan vulvanın sağ tarafında yerleş-
miş yaklaşık 3 cm çaplı yumuşak doku kitlesi sebebi ile polikliniğimize başvurmuş-
tur. Yumuşak doku kitlesinin eksize edilmesi ile çıkarılan materyal patolojik incele-
meye gönderilmiştir.  Patolojik inceleme neticesinde kitlenin siringokistadenoma 
papilliferum olduğu saptanmıştır. Hasta onamı alınamadığı için makroskopik re-
sim paylaşılamamıştır. Takipte 6 ay sonra nüks izlenmiş ve eksizyon tekrar edil-
miş olup, patolojik sonuç siringokistadenoma papilliferum olarak bildirilmiştir. Bu 
lokalizasyonda nadiren görülen siringokistadenoma papilliferum olgusunu sunma-
yı amaçladık. Siringokistadenoma benign bir deri tümörüdür ve hastalar genellikle 
başka bir semptoma yol açmayan yumuşak doku kitlesi varlığı yakınması ile baş-
vurmaktadır. Tedavide kitlenin total eksizyonu yeterli olmakta olup, malign olgu-
lardan ayrımının yapılması önemlidir.

Anahtar Kelimeler
Siringokistadenoma; Vulvar Kitleler

Abstract
Syringocystadenoma papilliferum (SCAP) is a benign skin tumor. It usually pres-

ents as a soft tissue mass or a papule on the scalp and face. Other uncommon 

reported locations of SCAP are abdominal wall, vulva, scrotum, eyelid, outer ear 

canal, nipple, axilla and back. The histogenesis of SCAP is still enigmatical. A 

30-year-old woman was admitted to the emergency room of the Department 

of Obstetrics and Gynecology with a soft tissue mass on the right side of vulva, 

which was approximately 3 cm in diameter. The mass was removed by excision 

and histopathological diagnosis of the specimen was syringocystadenoma papil-

liferum. Consent of the patient can not be taken for macroscopic picture. A recur-

rence was observed after 6 months following excision of the mass; re-excision of 

the mass was performed and histopathological evaluation identified the same 

diagnosis. Here we present a case of syringocystadenoma papilliferum located in 

a relatively unusual site, in which total excision and re-excision of the mass is suf-

ficient for cure. It is essential to make an appropriate differential diagnosis to ex-

clude malign cases in patients who present with an asymptomatic solitary lesion.
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Introduction
Syringocystadenoma papilliferum (SCAP) is characterized by 
papules or plaques, most commonly located on the scalp and 
face during childhood. Other uncommon reported locations of 
SCAP are abdominal wall, vulva, scrotum, eyelid, outer ear ca-
nal, nipple, axilla and back. The histogenesis of SCAP is still un-
known. SCAP occurs either de novo or within a nevus sebaceous. 
It usually presents as an asymptomatic soft tissue mass. We 
present an uncommon case of SCAP in a 30-year-old woman, 
appearing on the right vulva, recurring in the same location af-
ter 6 months following excision of the mass in the same loca-
tion.

Case Report
A 30-year-old woman presented to the outpatient ward of the 
Department of Obstetrics and Gynecology with an asymptom-
atic vulvar mass, which occurred two months before. On vagi-
nal ultrasound examination a mass (2x3 cm) on right vulva was 
diagnosed. Total excision of the mass was performed and the 
histopathological evaluation of the specimen revealed hyper-
keratosis, acanthosis and papillomatosis. The papillae were 
extended to both layers of epithelium. The deeper layer was 
consisted of cuboidal cells, whereas the superficial layer was 
consisted of columnar cells, some of which showing decapita-
tion secretion. The fibrous tissue essence was invaded by plas-
ma cells (Figure 1). The histopathological findings identified the 
diagnosis of SCAP. In the follow-up period, a recurrence was 
observed after 6 months in same location. Re-excision of the 
mass was performed and histopathological evaluation identi-
fied the same diagnosis.

Discussion
SCAP was first defined by Stokes in 1917 [1]. It commonly pres-
ents as a papule or a plaque on the scalp and most of the cases 
are reported in the head and face [1,2]. Other uncommon re-
ported locations of SCAP are abdominal wall, vulva, scrotum, 
eyelid, outer ear canal, nipple, axilla and back. In the relatively 
rare cases of SCAP diagnosed in histopathological evaluation, 
SCAP originates from the pluripotent cells [3,4,5]. It may spring 
up within a nevus sebaceous. SCAP present in different clinical 
forms: as a solitary nodule or a plaque, or in a linear pattern. 

Linear pattern is very rare [6,7]. SCAP was reported in other 
locations but it was rarely reported in the vulva [5, 8]. It com-
monly presents as an asymptomatic solitary nodule. 
It was reported that 10% of SCAP cases grew into basal cell 
carcinoma [9]. This relation is similar to allelic deletions of hu-
man homologue of the Drosophila patched gene (PTCH) and 
P16 tumor suppressor gene has been showed in some cases 
of SCAP [9,10,11]. It is related with malignant tumors such as 
basal cell carcinoma, ductal carcinoma, verrucous carcinoma, 
sebaceous carcinoma [2,6,12]. SCAP has also been reported in 
other locations but it has seldom been reported in the vulva 
[5, 6] and it commonly presents as an asymptomatic solitary 
nodule; it should be kept in mind that it is essential to make 
an appropriate differential diagnosis to exclude malign cases 
in patients who present with an asymptomatic solitary lesion. 
 
Competing interests
The authors declare that they have no competing interests.

References
1. Stokes JH. A clinico- pathologic study of an unusual cutaneous neoplasm 
combining nevus syringadenomatosus papilliferus and a granuloma. J Cutan Dis 
1917;35:411-9.
2. Ghosh SK, Bandyopadhyay D, Chatterjee G, Bar C. Syringocystadenoma papil-
liferum: An unusual presentation. Pediatr Dermatol 2009;26(6):758-9.
3. Malhotra P, Singh A, Ramesh V. Syringocystadenoma papilliferum on the thigh: 
An unusual location. Indian J Dermatol Venereol Leprol 2009;75:170-2.
4. Dong Xu, Tienan Bi, Huanrong Lan, Wenjie Yu. Syringocystadenoma papilliferum 
in the right lower abdomen: a case report and review of literature. Onco Targets 
and Therapy 2013;6:233-6.
5. Nabeel Al-Brahim, Dean Daya, Salem Alowami. A 64-year-old woman with vul-
var papule. Arch Pathol Lab Med 2005;129:126-7.
6. Yap FB, Lee BR, Baba R. Syringocystadenoma papilliferum in an unusual loca-
tion beyond the head and neck region: A case report and review of literature. J 
Online Dermatol 2010;16: 4.
7. Pahwa P, Kaushal S, Gupta S, Khaitan BK, Sharma VK, Sethuraman G. Lin-
ear syringocystadenoma papilliferum: An unusual location. Pediatr Dermatol 
2011;28:61-2. 
8. Stewart CJ. Syringocystadenoma papilliferum -like lesion of the vulva. Pathol-
ogy 2008; 40(6):638-9
9. Helwig EB, Hackney VC. Syringoadenoma papilliferum. Arch Dermatol 1955; 
71:361
10. Böni R, Xin H, Hohl D, Panizzon R, Burg G. Syringocystadenoma papilliferum: a 
study of potential tumor suppresor gene. Am J Dermapathol 2011;23:87-9.
11. Calonje E. Tumors of the skin appendages. Rook’s textbook of Dermatology. 
UK: Wiley Blackwell; 2010. p.19-20. 
12. Abdulla AN, Covert AA, Grantmyre JE. Scrotal syringocystadenoma papil-
liferum: case report. Can J Urol 2009; 16(3): 4684-6.

How to cite this article:
Duran M, Ustunyurt E, Turgut A, Yeşildağlar N. Syringocystadenoma Papilliferum 
in an Unusal Location on Vulva: A Case Report. J Clin Anal Med 2013;4(suppl 4): 
392-3.

Figure 1. The fibrous stromal core demonstrated plasma cell infiltration.(HαE, X40)
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Özet

Sefalosporinler beta laktam grubu antibiyotik olup günümüzde enfeksiyonların te-

davisinde sıklıkla kullanılmaktadır. Ayrıca kullanılmayla ilişkili olarak sefalosporin-

lerle ilgili alerjik reaksiyonlarda artış vardır. 31 yaşındaki kadın hasta acil servi-

se yaygın kızarıklık, nefes darlığı, bulantı ve bilinç değişikliği ile başvurdu. Hasta-

nın semptomları 500 mg sefuroksim aksetili oral aldıktan yarım saat sonra baş-

ladı. İlaca bağlı anafilaktik şok düşünüldü. Literatürde sefuroksim aksetil ile ilişkili 

5 tane benzer vaka mevcuttur. Bu vaka sunumunda üst solunum yolu enfeksiyonu 

amacıyla reçetelenen sefuroksim aksetil içeren ilacın alımından sonra gerçekleşen 

anafilaktik şok vakası literatür tartışması ile ele alınmıştır.

Anahtar Kelimeler

Sefuroksim Aksetil; Sefalosporin; Anafilaktik Şok; İlaç Alerjisi

Abstract
Cephalosporins, a class of beta lactam antibiotics, are frequently employed to-

day in the treatment of infection. There is also an associated increase in the 

frequency of cephalosporin-related allergic reactions. A 31-year-old woman pre-

sented to the emergency department with widespread rubor, nausea, shortness of 

breath and altered consciousness. The patient’s symptoms had commenced half 

an hour after the oral ingestion of a drug containing 500 mg cefuroxime axetil. 

Drug-related anaphylactic shock was suspected. Literature contains five similar 

cases associated with cefuroxime axetil. This case report describes a case of 

anaphylactic shock developing after the ingestion of a drug containing cefuroxime 

axetil prescribed for upper respiratory tract infection, with a discussion of the 

relevant literature.
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Introduction
Beta lactam antibiotics, especially penicillin and cephalosporins, 
are frequently prescribed drugs. Many drug-related early hyper-
sensitivity reactions are associated with these [1]. Cephalospo-
rins have been shown to be responsible for some 15%-20% of 
severe allergic reactions [2]. Therapeutic use of cephalosporins 
is increasing, and a parallel increase in allergic reactions relat-
ed to these drugs is also to be expected [3]. Cross reaction has 
been reported to play a role in allergy development. Cross reac-
tion levels very from 0% to 68% among different cephalosporin 
generations. Less cross reaction is observed in 3rd generation 
cephalosporins compared to 1st and 2nd generations [4]. This 
case report discusses a picture of anaphylactic shock after use 
of cefuroxime axetil, a 2nd generation cephalosporin.

Case Report
A 31-year-old woman presented to the emergency department 
with widespread rubor, nausea, shortness of breath and altered 
consciousness. Her history revealed no chronic disease and no 
history of medical allergy. On arrival her general condition was 
poor. She was lucid with a Glasgow Coma Score (GCS) of 14. 
Blood pressure could not be measured. Heart rate was 120/min, 
temperature 360 C and respiratory rate 20/min. No pathology 
was observed at ECG. The patient’s history revealed that half 
an hour previously she had taken a drug containing 500 mg ce-
furoxime axetil prescribed for flu-like symptoms at an another 
center. Widespread allergic eruption and erythema in the entire 
body were observed at physical examination. Other system ex-
aminations were normal. Drug-related anaphylactic shock was 
suspected. Aggressive fluid therapy was initiated, and the pa-
tient was given 0.5 mg adrenalin IM and 80mg (1mg/kg) cor-
ticosteroid IV. Positive inotropic support was initiated when 
blood pressure did not improve after 20 min. General condition 
improved, regulation of blood pressure was established and the 
rubor  resolved. The patient was kept under observation for 24 
h and in the absence of any additional problem was discharged 
in a healthy condition.

Discussion
Anaphylactic shock is the most serious form of anaphylaxis. As 
with other shock situations, it results incardiovascular deficien-
cy and insufficient blood circulation due to imbalance between 
tissue oxygen requirements and oxygen supply. Foodstuffs, in-
sect bites and drugs are the most common causes of anaphy-
lactic shock [5]. Allergic reactions may take the form of simple 
urticarial rash or severe anaphylaxis and anaphylactic shock. 
Drug-related allergic reactions are frequently seen. Allergy to 
penicillin is the most studied drug allergy and is regarded as a 
model in these [4]. 
Cross reaction between penicillin and cephalosporin families 
due to the similarity in their structures has created concern 
since these drugs began being used. Both have a ring structure 
containing a beta lactam ring and sulfur, responsible for their 
antibiotic effect. Cephalosporins have a 6-member dihydrothi-
azine ring, while the penicillin group has a 5-member thiazoli-
dine ring. In vitro studies have confirmed an antigenic similarity 
between penicillin and some cephalosporins [6]. In those with 
penicillin allergy, the probability of a cross reaction between 

early cephalosporins (1st and 2nd generation) with a side chain 
similar to that of penicillins is higher compared to later genera-
tions (3rd and 4th) with no similar chain [4].
Several anaphylactoid reactions developing in association with 
cephalosporins have been described in the literature, and there 
are a few case reports concerning anaphylaxis associated with 
cefuroxime, one of the cephalosporins. In one case report, Ilhan 
et al. discussed type 2 Kounis syndrome and anaphylactic shock 
developing after the use of oral cefuroxime. They reported that 
Kounis syndrome developed after oral cefuroxime use, the first 
such report apart from Kounis syndromes developing after IV 
and IM cefuroxime previously discussed in the literature [7]. 
Hasdenteufel et al. described a picture of anaphylactic shock 
developing after oral cefuroxime use, and reported that sensi-
tivity to the methoxyimino group present in some beta lactam 
antibiotics had been determined after skin tests performed dur-
ing follow-up, and that allergic reactions may develop following 
cross reaction between beta lactam antibiotics [8].

Conclusion
This care report describes a picture of anaphylactic shock de-
veloping after oral cefuroxime use with no underlying allergic 
history or additional disease. Similar cephalosporin group anti-
biotic-related reactions have been reported, and this is the sixth 
case associated with cefuroxime axetil in the  literature. 
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Özet

Aripiprazol üçüncü kuşak bir antipsikotik olup, parsiyel dopamin agonisti olarak et-

kinlik gösterir. Yaygın gelişimsel bozukluk, şizofreni ve bipolar bozukluğu olan ço-

cuk ve ergenlerde aripiprazol kullanımı giderek artmaktadır. Bu yazıda iki farklı se-

çici serotonin gerialım inhibitörü tedavisine yanıt alınamayan ve tedaviye aripip-

razol eklendikten sonra belirtileri belirgin olarak azalan üç pediatrik obsesif kom-

pulsif bozukluk (OKB) olgusu sunulmuştur. Aripiprazol pediatrik OKB güçlendirme 

tedavisinde etkili ve güvenilir bir ajan olarak gözükmektedir. Ancak çocuk ve er-

genlerde OKB tedavisinde aripiprazol tedavisinin etkinliğini ve güvenilirliğini orta-

ya koyacak daha ileri çalışmalara ihtiyaç vardır.
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Abstract

Aripiprazole is a third generation antipsychotic that  has a partial dopamine 

agonistic activity. There is an increasing usage of aripiprazole in children and 

adolescents with schizophrenia, pervasive developmental disorders, and bipolar 

disorders. In these presentation, we aimed to present three pediatric obsessive–

compulsive disorder (OCD) cases who were resistant to two different selective 

serotonin reuptake inhibitor treatments and prescribed aripiprazole for augmen-

tation therapy. The results of these three cases suggest that aripiprazole is an 

effective and safe alternative as augmentation for childhood OCD treatment. 

However, to investigate the efficacy and safety of aripiprazole in childhood OCD, 

randomized controlled treatment studies are needed.
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Giriş
Obsesif kompulsif bozuklukta (OKB) etkinliği kanıtlanmış ilk ba-
samak tedavi Seçici Serotonin Gerialım İnhibitörleri (SSRI) ve 
bilişsel davranışçı terapilerdir [1]. Ancak çoğu çocuk hastada 
her iki tedavi yönteminde de semptomlar tam olarak ortadan 
kalkmaz. SSRI tedavisinden yeterince fayda görmeyen hasta-
larda öncelikle SSRI dozu yükseltilebilir sonra başka bir SSRI 
tedavisine geçilebilir. Tedavi etkinliği yine yetersiz kalırsa başka 
bir psikofarmakolojik ajanla güçlendirme yapılabilir [2]. İki farklı 
SSRI kullanımından fayda görmeyen hastalarda güçlendirme 
tedavisine geçilmesi önerilmektedir. OKB güçlendirme teda-
visinde özellikle atipik antipsikotiklerden risperidon, olanzapin 
ve ketiapin kullanılabilmektedir. Farmakolojik güçlendirme 
stratejileri arasında, adjuvan antipsikotik ilaçlar yetişkinlerde 
en fazla kullanılan ajanlardır [1-2]. Güncel bilgilerimiz dahilinde, 
çocuk ve ergenlerde dirençli OKB tedavisinde güçlendirme te-
davileri konusunda yapılmış kontrollü çalışma bulunmamaktır. 
Bununla birlikte çocuk OKB hastalarında da SSRI tedavisinde 
yetersiz yanıt olduğunda, klinik uygulamada atipik antipsiko-
tikler güçlendirme amaçlı olarak sık bir şekilde kullanılmaktadır. 
Aripiprazol parsiyel dopamin ve serotonin 1A reseptör agonisti 
aktivitesi ile etkisini gösteren ve diğer atipik antipsikotikler ile 
karşılaştırıldığında nispeten daha düşük bir yan etki profiline 
sahip bir atipik antipsikotik ilaçtır [3]. Günümüzde tedaviye 
dirençli pediatrik OKB hastalarında aripiprazol kullanımı ile ilgili 
yapılmış sınırlı sayıda çalışma vardır [4-5].
Bu bilgiler ışığında çocuklarda da aripiprazolün dirençli OKB 
olgularında faydalı olabileceği beklenmektedir. Bu yazıda SSRI 
tedavisinden fayda görmeyen pediatrik OKB olgularında ar-
ipiprazol güçlendirme tedavisi eklenen üç olgunun sunulması 
amaçlanmıştır. 

Olgu Sunumu 1
17 yaşında erkek hasta polikliniğimize “dokunma takıntıları” 
nedeniyle başvurmuştur. Şikayetlerinin yaklaşık bir sene 
önce, “konuştuğu kişinin kollarına dokunmak isteme”, şeklinde 
başladığı öğrenilmiştir. Dokunma takıntılarının başlamasından 
birkaç ay sonra, “mikrop bulaşabileceği düşünceleri” nedeniyle 
ellerini çok sık yıkama şikayetleri başlamıştır. İlk başvurusundan 
birkaç ay önce de sayma kompulsiyonları eklenmiştir. 
İlk değerlendirmede olguya OKB tanısı konularak fluokse-
tin 20 mg/gün başlanmış ve tedavi kademeli olarak 60 mg/
gün’e çıkılmıştır. Semptomlarında yeterli bir değişiklik olma-
yan hastanın fluoksetin tedavisi kesilmiş, 50 mg/gün sertralin 
başlanmıştır. Sertralin dozu semptomlarda istenen düzeyde 
düzelme olmayınca kademeli olarak 200 mg/gün’e çıkılmıştır. 
Hastanın sayma ve dokunma obsesyon ve kompulsiyonlarında 
belirgin düzelme olmamış, öte yandan temizlik davranışlarında 
artış olmuştur (Ç-YBOCS skoru: 30). Aripiprazol başlanarak ka-
demeli olarak 20 mg/gün’ e çıkılmıştır. Aripiprazol tedavisinin 
birinci ayında belirtileri belirgin olarak düzelmiş, dokunma 
ve sayma kompulsiyonları ortadan kalkmış, yıkanma oldukça 
azalmıştır. İlk başvurusunda Ç-YBOCS skoru 33 olan hastanın 
aripiprazol tedavisi sonrasında 14 olarak bulunmuştur. Hastanın 
tedavisinin 4. ayında sertralin 200 mg/gün ve aripiprazol 20 
mg/gün ile herhangi bir belirtisinin kalmadığı ve işlevselliğinin 
tam olarak geri döndüğü gözlenmiştir. Aripiprazol tedavisinin 
ilk iki haftasında hastanın “başağrısı, halsizlik ve uykusuzluk” 

yakınması olmuş tedavinin 4. haftasında bu yan etkiler ortadan 
kalkmıştır. 

Olgu Sunumu 2
9 yaşında kız hasta polikliniğimize yaklaşık bir yıldır devam 
eden “kirlendiği düşüncesiyle sık sık iç çamaşırını değiştirme”, 
“sık sık ve uzun süre el yıkama” yakınmalarıyla başvurmuştur. 
Yapılan görüşmede hastanın “sürekli çamaşırına kaka bulaşmış 
olabileceği” düşüncesinin aklına geldiği, bunun için sık sık 
çamaşırını kontrol ettiği öğrenilmiştir. OKB tanısıyla (Ç-YBOCS 
skoru: 30) fluoksetin 20 mg/gün başlanmış, kademeli olarak 
fluoksetin dozu 60 mg/gün’e çıkılmıştır. Dördüncü ayın sonun-
da şikayetlerinde düzelme olmayan hastanın fluoksetin teda-
visi kesilip, sertralin 50 mg/gün başlanmıştır. Şikayetlerinde 
değişiklik olmayan hastanın sertralin dozu kademeli olarak 150 
mg/gün’e çıkılmış ve tedaviye aripiprazol 15 mg/gün eklenmiştir 
(Ç-YBOCS skoru: 28). Aripiprazol tedavisi sonrasında hastada 
“baş dönmesi ve uykuya dalmakta güçlük” yan etkileri ortaya 
çıkmış ve bu yan etkiler birinci ayın sonunda ortada kalkmıştır. 
Aripiprazol eklenmesinden bir ay sonra belirtilerinde belirgin bir 
azalma olan hasta (Ç-YBOCS skoru: 5) 6 aydır sertralin 150 mg/
gün ve aripiprazol 15 mg/gün ile takip edilmektedir. 

Olgu Sunumu 3
16 yaşında kız hasta polikliniğimize “Külotuma idrar bulaşmış 
mıdır?”, “Tuvaletimi yaparken pantolonuma idrar/kaka sıçrar 
mı?” şeklinde bulaşma içerikli obsesyonlar ve “tuvalete girerken 
tamamen soyunarak girme”, “tuvaletten sonra banyoda vücudu-
nun alt kısmını yıkama” kompulsiyonları nedeniyle başvurdu. An-
nesi, “bulaşma korkusu nedeniyle okulda tuvalete gidemediğini”, 
“bu nedenle bazı günler okuldan erken çıkarak eve geldiğini” 
belirtmiştir. Hastaya OKB tanısı konularak (Ç-YBOCS skoru: 
35) sertralin 50 mg/gün başlanmıştır. Doz kademeli olarak 200 
mg/gün’e çıkılmıştır. Bu dozda hastanın OKB semptomlarında 
düzelme olmadığı düşünülerek (Ç-YBOCS skoru: 30) sertralin 
yerine paroksetin 20 mg/gün başlanmıştır. İzlemde paroksetin 
dozu 40 mg/güne çıkılmış şikayetlerinde değişiklik olmayınca 
(Ç-YBOCS skoru: 26) olanzapin 5 mg/gün eklenmiştir. Hasta 
olanzapin tedavisinin “uyku hali yaptığını” söyleyerek kullan-
mak istememiştir. Olanzapin yerine hastaya aripiprazol 15 mg/
gün başlanmıştır (Ç-YBOCS skoru: 26). Aripiprazol eklendikten 
bir ay sonraki görüşmede hastanın belirtilerinde belirgin dü-
zelme olduğu anlaşılmıştır (Ç-YBOCS skoru: 6). Hasta yedi aydır 
paroksetin 40 mg/gün ve aripiprazol 15 mg/gün ile takip ed-
ilmektedir.

Tartışma
SSRI tedavisi OKB tedavisinde etkinliği kanıtlanmış birinci 
basamak tedavi yöntemidir Tedavide SSRI’lara yeterli yanıt 
alınmazsa güçlendirme tedavilerine geçilebilir. SSRI tedavisin-
den sonuç alınamayan hastalarda klomipramin kullanılabilir veya 
antipsikotikler, lityum, klonazepam, buspiron, monoamin oksid-
az inhibitörleri, duygudurum düzenleyicileri ile güçlendirme te-
davisi uygulanabilir [1,2,6]. Bununla birlikte, çocuk ve ergenlerde 
güçlendirme tedavilerinin etkinliği konusunda bilinenler kısıtlıdır 
[2]. SSRI’lara yanıt alınamayan olgularda erişkinlerdeki gibi te-
daviye antipsikotik eklenmesi çocuklarda da sık başvurulan bir 
yöntemdir [2,6].
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Aripiprazol, hiperdopaminerjik koşullarda D2 dopamin reseptör 
antagonisti olarak etki eden, hipodopaminerjik koşullarda ago-
nist özellikler gösteren parsiyel dopamin agonisti olan üçüncü 
kuşak antipsikotiktir. Bununla birlikte, 5-HT1A reseptörleri 
üzerinde parsiyel agonist ve 5HT2A reseptörleri üzerinde an-
tagonist olarak etki eder [3]. SSRI tedavisine yanıt vermeyen 
erişkin OKB hastalarında aripiprazol güçlendirme tedavisinin 
faydalı olduğunu bildiren çalışmalar vardır [7,8]. Aripiprazolün 
çocuk ve ergenlerde OKB tedavisindeki etkinliği kısıtlı sayıda 
olgu sunumlarında bildirilmiştir [4,5].
OKB patogenezinde serotonerjik yolaklar kadar dopaminerjik 
yolakların da rol oynadığı ve bu dengenin bozulması ile hastalığın 
meydana geldiği ileri sürülmektedir [6,8]. OKB nörobiyolojisinde 
dopamin ve serotonin sistemlerinde bozukluk olduğu göz önünde 
bulundurulduğunda D2 ve 5HT1A reseptörleri üzerinde parsiyel 
agonistik ve 5HT2A reseptörü üzerinde antagonistik etkisi bulu-
nan aripiprazolün OKB tedavisindeki etkinliği açıklanabilir. 
Bilgimiz dahilinde ilk olarak 2005 yılında, Connor ve ark. 8 
yetişkin OKB hastasından oluşan bir vaka serisinde aripip-
razolün obsesif-kompulsif belirtiler üzerinde etkili olduğunu 
bildirmişlerdir [7]. Aripiprazolün erişkin hastalarda tedaviye 
dirençli OKB olgularında faydalı olduğunu bildiren birkaç vaka 
bildirimi bulunmaktadır [8,9,10]. SSRI tedavisine yanıt ver-
meyen 12 erişkin hastanın dahil edildiği (8 hasta çalışmayı 
tamamlamış) yapılan açık uçlu bir çalışmada aripiprazolün etkili 
olduğu bildirilmiştir [11].
Sonuç olarak, bu olgu serisinde, iki farklı SSRI tedavisine yanıt 
alınamayan pediatrik OKB olgularında aripiprazolün tedaviye 
eklenmesinin, obsesif-kompulsif belirtiler üzerinde oldukça 
olumlu bir etki gösterdiği görülmüştür. Bu nedenle aripiprazol 
tedaviye dirençli çocuk ve ergen OKB hastalarında güçlendirme 
tedavisinde etkili bir ilaç olarak düşünülebilir. Ancak çocuk ve 
ergenlerde OKB tedavisinde aripiprazol tedavisinin etkinliğini 
ve güvenilirliğini ortaya koyacak daha ileri çalışmalara ihtiyaç 
vardır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Özet

Yenidoğanın ekstremite gangreni doğumda son derece nadir bir durumdur. Biz 

okuyucular ile ikizden ikize transfüzyonun beklenmedik bir komplikasyonunu, int-

rauterin polisitemi ve hiperviskosite sonucu oluşabilecek alt ekstremitelerin gang-

renini, paylaşmak istedik.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Gangrene of the extremities in the newborn is extremely rare condition at birth. 

We would like to share with the readers an unexpected complication of twin to 

twin transfusion, gangrene of the lower extremities which may occur as a result 

of inutero polycytemia and hyperviscosity.
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Introduction 
Gangrene of the extremities in the newborn is extremely rare 
condition at birth. Less than 100 cases have been reported 
world-wide. Its etiology and pathogenesis are not clear in 
many cases. The pathogenesis of intrauterine gangrene can 
be divided into intrauterine compression or thrombo-embolic 
phenomena.[1] The compression is generally caused by uterine 
anomalies, fetal malpresentation with limb prolapse, oligohy-
dramnios, amniotic bands, or umbilical cord entanglement.[1]  
Intrauterine fetal ischemia caused by thrombosis or emboli has 
been linked to maternal diabetes, preterm delivery, dehydration, 
polycythaemia, and twin-to-twin transfusion syndrome.[2]  Only 
13 of the reported cases of neonatal gangrene have described 
established areas of necrosis of an extremity noted upon deliv-
ery, so-called intrauterine or congenital ischemic necrosis.[3-4] 
Of these, only 4 cases involve the lower extremity.[2,4] We re-
port a newborn patient with congenital bilateral in utero lower 
limb gangrene due to twin- twin transfusion.  

Case Report
A 42-year-old healthy woman (gravida 9, para 9) was seen at 
doctors office with complaint of vaginal bleeding at the 27th 
week of pregnancy. Emergency c-section was performed due 
to low biophysic score. Twin A was a baby male with a birth 
weight of 1320 g.  The Apgar scores were 7 at 1st minute and 
7 at 5th minutes. Twin B was born with 615 gm did not respond 
the resuscitation   efforts and died because of severe respira-
tory failure. The twin A was intubated at birth and treated for 
respiratory distress syndrome. At birth, bilateral lower extrem-
ity demonstrated marked atrophy and dense blackened necrosis 
from the superior pole of the patella to the tips of all 5 toes (Fig 
A). There was no evidence of a congenital amniotic band or evi-
dence suggesting that the extremity had been encircled by the 
umbilical cord. Higher laboratory results policytemia and hyper 
viscosity syndrome indicated (Hb: 25, Hct: 76%, WBC: 13.200, 
PLT: 342.000) an immediate partial exchange transfusion has 
been performed.
The patient was referred our center for the amputation after 

the exchange where we evaluated unremarkable hypercoagu-
lable state evidenced by normal bilateral lower extremity radi-
ography. The infant was hemodynamically stabilized and pro-
phylactically treated with broad spectrum antibiotics. Bilateral 
knee disarticulation was performed 12 hours after birth due 
evolving sepsis and a clearly demarcated limb, with no compli-
cations. The distal femoral segment was retained, although the 
cartilage at the distal femoral condyles appeared grayish with 
questionable viability. 
He was hospitalized for 72 days and discharged from the hos-

pital with 2390 gram. The patient was seen after 90 days with 
normal physical examination and amputated region was with 
no complication (Fig B). 

Discussion
Twin-twin transfusion syndrome presents at 18 to 26 weeks’ 
gestation with marked hydramnios in one sac and a stuck twin 
with severe oligohydramnios in the other. The natural history is 
for premature labor to occur, often in association with rupture 
of the membranes, with almost certain neonatal death from 
prematurity combined with congestive heart failure or extreme 
intrauterine growth retardation. 
The biochemical balance of the hemostatic system of the neo-
nate is profoundly different from that of an adult. The composi-
tion of the hemostatic system of an infant does not resemble 
that of an adult until approximately 6 months of age.[5]  The 
functional immaturity of the neonate’s hemostatic system fa-
vors a procoagulant state. Concentrations of antithrombin III, 
heparin cofactor, protein C, protein S, and plasminogen are re-
duced by more than 50% of reference adult values. [6-7]
Twin-twin transfusion syndrome results in a relative hypervol-
emia in the recipient twin, triggering a diuresis response that 
leads to a polyhydramniotic sac, increased intrauterine pres-
sure, and decreased fetal motion.[4]  Polycythemia and the re-
sultant hyperviscosity in the recipient twin are known predis-
posing risk factors for the development of arterial thrombosis.
[2,4]
The diagnosis of twin-twin transfusion was confirmed by se-
vere polycytemia and hypervolemia in laboratory work up, 
heavy growth retardation determined by weighing and immedi-
ate resuscitation need soon after delivery.  
A literature review of reported cases suggests that a significant 
number of the neonates with intrauterine gangrene were born 
prematurely. It is impossible to determine whether their prema-
ture births were a result of the toxic effects of the gangrenous 
process involving the extremity in utero or whether other fac-
tors were involved. We would like to share with the readers an 
unexpected complication of twin to twin transfusion, gangrene 
of the lower extremities which may occur as a result of inutero 
polycytemia and hyperviscosity.  
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Özet

Kardiak tümörlerin yaklaşık %75’i benign olup yaklaşık %50’sini miksomalar oluş-

turmaktadır. Miksomalar kadınlarda daha sıktır ve genellikle hayatın üçüncü ve al-

tıncı dekatları arasında gözlenirler. En sık görülen semptomu obstruksiyona bağ-

lı solunum zorluğudur. Kardiyak miksomaların cerrahisinde ana prensip kardiyo-

pulmoner bypass eşliğinde tümörün minimal manipülasyonla ve parçalanma ol-

madan tam eksizyonudur. Bu olgu sunumu, son yedi yıl içerisinde farklı zamanlar-

da genel anestezi eşliğinde iki kez cerrahi geçirmiş ve kardiak miksoma tanısı ko-

nulamamış, yetmiş bir yaşında, asemptomatik kardiak miksomalı yaşlı bir hasta-

yı bildirmektedir.

Anahtar Kelimeler

Kalp Tümörleri; Miksoma; Atrial Septal Defekt; Siyanoz; Anjiografi

Abstract

Approximately 75% of cardiac tumors are benign and approximately 50% are con-

stituted of myxomas. Myxomas are more common among women, and generally 

appear between the third and sixth decade of life. The most common symptom 

of myxomas is respiratory distress associated with obstruction. The main goal 

in the surgery of cardiac myxomas is the full excision of the tumor with minimal 

manipulation and disruption/fragmentation together with the aid of a cardio-

pulmonary bypass. This case report is reported a seventy years old patient with 

asymptomatıc cardiac myxoma whom  undergoing surgery with general anesthe-

sia twice at different times and  undiagnosed cardiac myxoma in past seven years.
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Introduction
The incidence of primary cardiac tumors, which are uncommon 
in all age groups, is 1.7-10 in 100,000 within the population. 
Approximately 75% of these tumors are benign, and approxi-
mately 50% are constituted of myxomas.[1] Myxomas are more 
common among women, and generally appear between the 
third and sixth decade of life.[2] Myxomas are pathologies that 
may have fatal outcomes due to their associated complications, 
and most patients with this condition experience embolization, 
cardiac symptoms associated with obstruction, and structural 
symptoms.[1,3] The most common symptom is respiratory dis-
tress associated with obstruction. The clinical features of myx-
omas varies according to tumor localization, size and motility, 
and tumors are generally observed on the left side of the heart 
(75% in the left atrium).[3,4] Transthoracic and transesopha-
geal echocardiography tests are the most accurate, reliable and 
commonly used diagnostic tools, and provide important infor-
mation regarding the imaging and characteristics of the tumor. 
The first surgical excision of a myxoma was reported by Bahn-
son in 1952. The main goal in the surgery of cardiac myxomas 
is the full excision of the tumor with minimal manipulation and 
disruption/fragmentation together with the aid of a cardiopul-
monary bypass.

Case Report
71-year-old female patient admitted to the hospital with com-
plaints one times fainting temporarily and dizziness at  the last 
two weeks of sometimes . Connective tissue disease, cerebro-
vascular disease, malignancy, rheumatic fever, radiation expo-
sure, renal failure, metabolic disorders, peripheral embolism and 
chest trauma haven’t be at resume questioning of patient and 
there isn’t palpitation, chest pain, weight loss and respiratory 
distress story. In the last seven years,patient has a history of two 
operations because of the bile duct stone and ileus that made 
under general anesthesia  and  examinations and preparation 
tests conducted before these operations had not received the 
diagnosis of cardiac myxoma. At  physical examination, blood 
pressure was 110/70 mmHg, pulse was  78/sec, fever was 36.6 
degree  and respiratory rate 20/min respectively. On inspection 
there were no examination findings other than hemorrhagic 
rash outside of  the chest wall and abdominal operation  scars. 
Evident on palpation of peripheral pulses. There was no sound 
except for the pathological murmur apical 1-2/6 presistolik at 
auscultation. Chest X-ray showed an increase in vascularity in 
the lungs. Electrocardiography were in sinus rhythm. There was 
not the result of abnormal hematology and biochemical tests 
(WBC: 5300, CRP: 0.6 mg / dl and Sedimentation: 22/ hour). 
Echocardiography were used in preoperative diagnosis. İn the 
left atrium a mass was found with transesophageal echocar-
diography after transthoracic echocardiography which depend-
ing on the size 31x22mm,connected interatrial septum with a 
handle about 1 cm length and showing calcifications (Figure 
1). Ejection fraction of patient was 67% with echocardiogra-
phy.  Due to the advanced aged patient coronary angiography 
was built and there was no significant coronary artery disease. 
The patient was operated under general anesthesia with a mid-
line sternotomy, cardiopulmonary baypass has been entered 
following assending aorta and bicaval cannulation. Moderate 

hypothermia and cardiac arrest was achieved with blood car-
dioplegia. The left and right atria were opened  and  followed  
yellowish gelatinous mass in the left atrium, stem and base of 
origin with the interatrial septum was excised. Interatrial septal 
defect was closed using a PTFE patch. After excision of the 
tumor mass the cardiac chambers were checked and due to ab-
sence of any mass, cardiac chambers were irrigated with cold 
saline over and over again. The mitral valve was found to be 
normal. The patient was not made an additional attempt. The 
histopathological examination of the excised mass which sized 
50X40X30mm was built and is compatible with myxoma (Figure 
2, 3). Postoperative period was uneventful and the patient was 
discharged on the fifth postoperative day. Patients were fol-
lowed up without recurrence for a year without any problems.

Figure 1. Transesophageal echocardiography view of the left atrial myxoma. 

Figure 2. Surgical specimen of the resected mass; size 5×4 × 3 cm.

Figure 3. Histolopathological specimen in the hematoxylin–eosin stain (magnifica-
tion ×100) showing; myxoma cells, inflammation and calcification.
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Discussion
Cardiac myxomas are more common among women and be-
tween the ages of 30-60, and are frequently localized to the left 
atrium .[1,3] Our patient was a 70 years-old women with a left 
atrial myxoma rooted in the fossa ovalis of the interatrial sep-
tum. Histologically, myxomas are formed of polygonal myxoma 
cells and small capillary canals within a mucopolysaccharide-
rich matrix.[3] However, the cellular structure of myxomas is 
still a matter of debate.[3] Histopathological tests of the tu-
mor mass excised from our case demonstrated that the tumor 
had myxoma characteristics. Cardiac myxomas are the primary 
cardiac tumors with the most variable clinical symptoms; their 
major symptoms include complications associated with em-
bolization, and hemodynamic complications secondary to the 
obstruction of blood flow into the chambers of the heart. Non-
cardiac symptoms that are not associated with the tumor local-
ization include constitutional symptoms such fever, weight loss, 
myalgia, erythematous eruptions and lethargy.[1,3] No embolic 
lesions were identified in our patient, and complaints of tachy-
cardia and dyspnea were also absent. However, the patient had 
complaints of short-duration syncope attacks, myalgia, and 
erythematous eruptions. Auscultation of left atrial myxomas 
generally reveals auscultatory findings of mitral stenosis, which 
includes hardened primary heart sounds and diastolic murmur 
in the apical region.[3] Auscultatory findings indicative of mi-
tral stenosis were also identified in our patient. The electro-
cardiography findings of myxomas are nonspecific, while tele-
cardiography can identify and show generalized cardiomegaly, 
enlargement in the relevant heart chambers, and pulmonary 
congestion findings associated with pulmonary venous hyper-
tension in the lungs.[3] Our patient had a sinus rhythm, as well 
as increased vascularity in the lungs. Nowadays, echocardiog-
raphy represent the most commonly used and accurate diag-
nostic tool for the diagnosis of cardiac myxomas. Transesopha-
geal echocardiography provides very useful information, and 
is superior to transthoracic echocardiography in fully demon-
strating the relationship between the tumor and the cavity wall, 
and also for the planning of surgery. Our patient underwent two 
surgeries under general anesthesia on two different occasions 
within the past seven years; however, her cardiac myxoma was 
not identified during the preoperative physical examinations 
and preparatory tests that were performed for these surgeries. 
Definite diagnosis in our patient was established with the aid 
of transesophageal echocardiography performed after trans-
thoracic echocardiography. In addition, as our patient was of 
advanced age, coronary angiography was also performed to 
evaluate the coronary arteries. Myxomas are generally benign 
and rarely metastasize. No metastasis was identified in any 
of the tests performed on our case.[5] Myxomas that are not 
treated with surgery generally have poor mid and long-term 
prognosis. They must hence be removed after diagnosis, even 
if they are asymptomatic. Surgical excision is the most effec-
tive treatment method, and provides fairly good outcomes.[5,6]  
In our case with left atrial myxoma, the tumor was excised as 
a whole and without fragmenting, along with the endocardial 
portion to which the tumor was attached, by using biatrial inci-
sion. The resulting atrial septal defect was closed with a patch. 
No mortality developed in our case. Our case was followed for 

a period 12 months with periodic echocardiographies, and no 
recurrence of myxoma was identified during this period. 

Conclusion
Cardiac myxomas are generally benign tumors, with surgical 
excision being the most effective method for their treatment. 
The majority of patients who are operated following diagnosis 
with echocardiography continue their lives asymptomatically. 
Against the possibility of recurrence, patients should undergo 
periodic echocardiography controls at certain time intervals.
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Özet
Konjenital patella çıkığı nadir bir deformite olup, geç dönemde başvuru sebebi ge-
nellikle diz ekleminin artrozudur. Total diz artroplastisi de (TDA)  bu nadir patolo-
jinin tedavi seçeneğidir. Literatürde total diz protezi ile tedavi edilmiş konjenital 
patella çıkığı ile gonartroz birlikteliği ile ilgili az sayıda bildirim olmakla beraber 
bunlar arasında da farklılıklar bulunmaktadır. Bu çalışmada 8 yıldır sol diz ağrıları 
olup son 2 yıl içinde daha da artan konjenital patella çıkığı ile gonartroz birlikteliği 
olan ve  patella yüzey değişimi yapılmadan bağ koruyan total diz protezi ile prok-
simal ve distal patella dizilim cerrahisi yapılan 55 yaşında bayan hasta sunulmuş-
tur. Ameliyat sonrası birinci yıl sonunda, hareket açıklığı 5°-100° idi. Patellar insta-
bilite ve atlama yok idi. KSS ve fonksiyonel skorlama ameliyat öncesi dönemde 55 
ve 15 iken ameliyat sonrası dönemde 83 ve 55 ‘e yükselmiş idi. Konjenital patella 
çıkığı ve gonartroz birlikteliğinin TDA ile tedavisi zor olmakla beraber iyi bir ameli-
yat öncesi planlama ve özenli uygulama ile iyi sonuçlar alınabilir.

Anahtar Kelimeler
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Abstract
Congenital patellar dislocation is a rare deformity and late presentation is usually 
with knee osteoarthritis. Total knee arthroplasty  (TKA) is also a treatment choice 
of this rare pathology. There are few cases reported gonarthrosis with congenital 
patellar dislocation treated with TKA. And there are some contradictions in the 
written literature. This article presents a case of a 55 years old woman who had 
left knee pain for 8 years that was worsened in last 2 years with gonarthrosis and 
congenital patellar dislocation treated by cruciate retaining TKA with proximal 
and distal patellar alignment without patellar resurfacing. At the final follow-up 
after 1 year ROM was 5°-100°. There was no patellar maltracking or instability. 
The Knee Society score and functional scores were 55 and 15 preoperatively,  im-
proved to 83 and 55 respectively at the postoperative period. Congenital patella 
dislocation with gonarthrosis is hard to manage by TKA, but it can be handled with 
a good pre-operative planning with meticulous attention.
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Patellar Dislocation; Osteoarthritis; Knee; Arthroplasty
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Introduction
Congenital patellar dislocation is a rare deformity and the eti-
ology is unknown and late presentation is usually with gonar-
trhrosis[1,2] The affected side is generally the lateral compart-
ment of the knee with valgus deformity and medial laxity[2,3]. 
Congenital dislocation of patella can be associated with Down’s 
syndrome, skeletal and cardiac anomalies[1].Total knee arthro-
plasty (TKA) is also a rare treatment choice in such patients[1,4]. 
A few cases of gonarthrosis with congenital patellar dislocation 
treated with TKA are reported in the literature with some con-
tradictions in which constrained or unconstrained TKA, patellar 
resurfacing or not and realignment of extensor mechanism in 
practice[1,4-8]. 
This article presents a case of a patient with varus gonarthrosis 
and congenital patellar dislocation treated by cruciate retaining 
TKA with proximal and distal patellar alignment without patel-
lar resurfacing and skin necrosis related to it.

Case Report
A 55-year old woman presented with left knee pain that had 
nearly 8 years and it was worsened gradually in the last 2 years.  
She had no difficulty in daily life activities during childhood and 
adulthood.  So, she did not seek medical treatment because the 
condition was well tolerated.
On physical examination, she had quadriceps atrophy. Patella 
was palpable at the lateral side of the left knee and had no mo-
bility during flexion and extension. Range of motion (ROM) was 
-5° to 125° on the left knee. 
Radiographs showed patellar dislocation of the left knee with 
gonarthrosis (Figure 1and Figure 2). Six degrees of varus de-
formity was present in the knee. Total knee arthroplasty with 

the correction of extensor mechanism planned for the knee of 
the patient.
A midline longutudinal skin incision made under tourniquet 
control. Medial parapatellar arthrotomy performed.  The pa-
tella was located laterally and the femoral groove was absent 
(Figure 3). The medial retinaculum was thin while the lateral 
retinaculum was thick. The vastus medialis muscle was found 
to be stretched over the anterior aspect of the femur. Cruci-
ate retaining femoral and tibial components implanted at first 
than, the extensor mechanism realigned. Patellar resurfacing 
was not performed. For the aligment of the extensor mecha-
nism an extensive lateral retinacular release performed. Patella 
could not be reduced so, the rectus femoris tendon lengthened 
by Z- plasty. Thereafter, the patella was in the groove during 
extension but flexion was too limited. Than, the tuberositas tib-

Figure1. Preoperative anteroposterior radiography 

Figure 2. Preoperative lateral radiography 

Figure 3. İntraoperative image of the knee joint
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ia osteotomy and medialization performed and fixed with two 
4.5 mm. cancellous screws. Thereafter, 60° of passive flexion of 
the knee gained with the hip flexed 90°. The lateral side of the 
arthrotomy was not closed. Medial plication performed as pos-
sible. Lateral side of the vastus medialis muscle sutured to the 
lateral edge of the quadriceps muscle .
İmmediate weight bearing allowed post operative first day with 
a brace of angle restrictions of 0°-10° for 3 weeks. The flexion 
increased gradually by 30° at each 3 weeks. Restrictions of mo-
tion terminated after consalidation of osteotomy had seen af-
ter 2 months post operatively . After two and half months post 
operatively skin necrosis occured on the lateral side of the skin 
incision over the patella. Full thickness skin graft from the left 
thigh performed for the skin necrosis (Figure 4). 

At the final follow-up after 1 year ROM was 5°-100°. Quadriceps 
strength was rated 5/5. The patient had a mild pain at the stairs 
only. There was no patellar maltracking or instability; however, 
radiographs showed minimal lateral patellar displacement on 
the anteroposterior view (Figure 5 and Figure 6). The Knee Soci-
ety score and functional scores were 55 and 15 preoperatively,  
improved to 83 and 55 respectively at the postoperative period.

Discussion
The etiology congenital patella dislocation is unknown[2]. In 
adulthood gonarthrosis may develop and mostly the lateral 
compartment of the knee is affected[2]. TKA is a treatment 
choice of the pathology[4]. Because of the rarity long –term se-
quelas are not well described and there are only a few reports 
in the literature with some contradictions[2,4-8]. The first case 
treated by TKA was reported by Marmor in 1988[7]. The exten-
sor mechanism was not replaced and he proposed that if the 
patient compansated well the replacement of extensor mecha-
nism should be avoided[7]. Also, Pradhan did not reconstruct 
the extensor mechanism in a case of treatment of bilateral 
congenital patellar dislocation with total knee arthroplasty[6]. 
Pradhan had to revised the right one with a constrained knee 

Figure 4. İntraoperative image of the skin necrosis before grafting

Figure 5. Postoperative anteroposterior radiography

Figure 6. Postoperative lateral radiography
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prosthesis, because of dislocation of the knee joint and the rea-
son was excessive soft tissue release around especially at the 
lateral side of the knee and resection of posterior cruciate liga-
ment[6]. Pradhan recommended that, if an excessive soft tissue 
release had been done, constrained type prosthesis should be 
considered first[6].
Proximal or distal realignment is required to relocate the ex-
tensor mechanism[2]. Proximal realignment of extensor mecha-
nism could be achieved by Z-plasty or Vulpius techniques[3,4,6]. 
Quang et al. reported a new technique of V-W quadricepsplasty 
in 2010[2]. Their concern about the technique was loss of knee 
flexion because of positioning of extensor mechanism anterior 
to the plane of knee motion[2]. 
Tibial tubercle osteotomy is also not enough alone and associ-
ated with high risk of nonunion, soft tissue discomfort and skin 
necrosis while some reported good results of this technique 
[2,3,5]. Artificial ligament for medial patellofemoral ligament 
reconstruction is a way of to gain normal patellafemoral track-
ing also[5,8].
Patellar resurfacing also corrects the hypoplastic patellar sur-
face and medially positioning of the patellar implant will be 
helpfull for patellar tracking[4] .
Usually, posterior substituting TKA with was used in these cases 
but we performed cruciate retaining TKA without patellar resur-
facing. But, we had to resurface the patella. We thougt that the 
skin necrosis was associated with the thickness of the patella 
and furthermore, the medialization of the extensor mechanism 
caused the tension over the skin. This complication must be 
kept in mind while performing this surgery. 
This pathology is hard to manage, but it can be handled with 
a good pre-operative planning either patella resurfaced or not 
and if needed, distal realingment of the extensor mechanism 
can be performed  as well as proximal realingment or together 
with meticulous attention.
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Özet

Subkutanöz implante edilen port kateterler günümüzde özellikle uzun süreli kemo-

terapi tedavisinde artan sıklıkta kullanılmakta olup tekrarlayan intravenöz giri-

şimlerde onkoloji hastalarına büyük konfor ve kolaylık sağlamaktadır. Santral ve-

nöz portlarda teknik başarı yüksek, komplikasyon oranları düşük olmakla birlik-

te kateter malpozisyonu port disfonksiyon nedeni olarak karşımıza çıkabilmekte-

dir. Bu yazımızda kateter malpozisyonuna sekonder portu çalışmayan hastanın ka-

teterinin transfemoral girişim ile kement (snare) tekniği kullanarak repozisyonu-

nu sunuyoruz.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Subcutaneous implanted port catheters are widely used in the treatment of long-

term chemotherapy with increasing frequency and provide great comfort to on-

cology patients. Although central venous ports are implanted with high technical 

success and low rates of complication, catheter malposition may arise as a cause 

of dysfunction in the port. Here we report repositioning of the malpositioned port 

catheter tip to the proper position with snare technique by transfemoral access.
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Giriş
Subkutanöz implante edilen santral venöz portlar; özellikle on-
koloji hastalarında uzun süreli ve tekrarlayan intravenöz kemo-
terapi tedavisinde,  yaygın kullanılan ve gün geçtikçe sıklığı ar-
tan bir yöntemdir. Cerrahi implantasyonlarla karşılaştırıldığı za-
man, US ve floroskopi yöntemi kullanılarak yapılan minimal in-
vaziv girişimlerde teknik başarının çok yüksek, komplikasyon 
oranlarının ise çok düşük olduğu bildirilmektedir [1]. Santral ve-
nöz port kateter disfonksiyonunun önemli nedenlerinden biri ka-
teter malpozisyonu ve migrasyonu olup pek de nadir olmayan 
bir durumdur ve trombotik komplikasyonlara yol açmasından 
ötürü klinik açıdan önemlidir [2]. 
Biz bu yazımızda santral venöz port yerleştirilmesinden yakla-
şık 1 ay sonra portun disfonksiyon göstermesi üzerine tarafı-
mıza yönlendirilen ve kateter malpozisyonu saptanan hastanın 
port kateterinin, perkütan transfemoral girişim yolu ile kement 
(snare) tekniği kullanılarak tekrar optimal pozisyona getirilme-
sini sunuyoruz.

Olgu Sunumu
Endoserviks kanseri tanısıyla kemoterapi almak için subkuta-
nöz venöz port takılan 51 yaşında kadın hasta, 1 ay sonra por-
tunun çalışmaması üzerine kontrol amacıyla tarafımıza yönlen-
dirildi. Sağ internal juguler veni daha önceki kateter girişimle-
rine bağlı olarak tromboze olan hastanın bu sebeple port kate-
terinin sol taraftan yerleştirildiği öğrenildi. Floroskopi eşliğinde 
portun pozisyonu değerlendirildiğinde; sol internal juguler ven-
den giriş yapılarak yerleştirilen portun kateter ucunun kraniya-
le doğru geri geldiği ve kateterin internal juguler vene giriş ye-
rinden kıvrılarak kraniyale yer değiştirdiği saptandı (Resim 1).  

Portun ilk takıldığı görüntüler retrospektif olarak incelendiğin-
de, kateter ucunun sağ atrium içerisinde optimal pozisyonda ol-
duğu ve portun sorunsuz çalıştığı görüldü. Bunun üzerine kate-
ter migrasyonu düşünülerek transfemoral yolla kateter ucunun 
tekrar atriuma çekilmesi planlandı. Lokal anestezi altında, US ve 

floroskopi eşliğinde sağ ana femoral vene 5F introducer sheath 
yerleştirildi. Kontrast madde verilerek alınan görüntülerde kate-
ter ucunun vena kava süperior içerisinde olduğu ve vena kava 
superiorun patent olduğu görüldü (Resim 2). İlk olarak tek loop-

lu kement (10 mm AndraSnare AS-10, Andramed, Reutlingen, 
Germany) ile kateterin ucu yakalanmaya çalışıldı ancak başarılı 
olunamadı. Bunun üzerine sağ ana femoral vendeki mevcut she-
ath 6F sheath ile değiştirildikten sonra üç looplu kement (9-15 
mm EN Snare, Merit Medical, Utah, USA) ile yapılan denemeler-
de port kateterinin ucu yakalanarak sağ atriuma doğru çekildi 
(Resim 3a-c). Huber port iğnesi takılarak yapılan aspirasyon-

puşelemede sorun saptanmadı ve porttan kontrast madde veri-
lerek kateterin optimal yerleşimli olduğu teyit edildi (Resim 4). 
Hastanın portunun sorunsuz çalışması üzerine işleme son veril-
di. İşlemden sonra portu sorunsuz olarak kullanılmaya başlanan 
hasta bir ay sonra primer hastalığı sebebiyle exitus oldu. 

Tartışma-Sonuç
Santral venöz port kateterler günlük pratikte intravenöz kemo-
terapi için kalıcı venöz akses sağlaması başta olmak üzere; pa-
renteral nütrisyon, hematopoetik kök hücre transplantasyonu ve 
antibiyotik infüzyonu gibi tedavilerde uzun süreli ve güvenli bir 
yöntem olarak kullanılmaktadır [3]. Port implantasyonunda tek-
nik başarı bir çok seride %99 olarak bildirilmiştir [1]. Oranın bu 
kadar yüksek olmasında US ve floroskopi rehberliğinin kullanıl-
ması ve bu konuda deneyimli kişiler tarafından yapılması şüp-

Resim 1. Sol internal juguler venden giriş yapılarak yerleştirilen portun kateter 
ucunun kraniyale doğru geri geldiği ve kateterin internal juguler vene giriş yerin-
den kıvrılarak kraniyale yer değiştirdiği görülüyor.

Resim 2.  Kontrast madde verilerek alınan görüntülerde kateter ucunun vena kava 
süperior içerisinde olduğu görülüyor.

Resim 3. Üç looplu kement yardımıyla port kateterinin ucunun yakalanıp sağ atri-
uma doğru çekilmesi izleniyor(a,b,c).
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hesiz rol oynamaktadır. 
İşlem sırasında arter yaralanması, port cebinde hematom, pnö-
motoraks, embolizm ve kardiak aritmi gibi komplikasyonlar 
(%0,4) görülebilmekle birlikte manuel kompresyon ve spontan 
rezolüsyon ile çoğu zaman ciddi boyutlara ulaşmamaktadır. İş-
lem sonrası komplikasyonlar (%1,9), erken veya geç (>30 gün) 
dönemde görülmektedir. Bunların arasında port cebi enfeksi-
yonu, kateter oklüzyonu, hazne trombozu, fibrin kılıf formasyo-
nu, kateter migrasyonu, kateter kırılması, port rotasyonu, venöz 
tromboz, yara yeri iyileşmesinde gecikme ve cilt nekrozu bulun-
maktadır [1]. 
Migrasyon, port kateterlerinin en iyi bilinen komplikasyonların-
dan biridir.  Çeşitli serilerde insidansı %0,9-1,8 olarak bildiril-
miştir [2]. Kateter migrasyonu daha çok işlem sonrası erken dö-
nemde (≤30 gün) karşımıza çıkmaktadır ve portun tamamen çı-
karılması ya da kateter repozisyonu ile tedavi edilmektedir [1]. 
Oluş mekanizması tam olarak bilinmemekle birlikte; damar dışı 
komponentin özellikle obez ve büyük memeli kadın hastalarda 
fiziksel aktiviteyle, damar içi komponentin ise öksürme, hap-
şırma, ağır kaldırma gibi karın içi basıncı artıran durumlarda 
ve yüksek basınçlı ilaç infüzyonuna bağlı meydana gelebilece-
ği olgu sunumları ile gösterilmiştir. Ayrıca portun ilk takılma es-
nasındaki yerleştirilme pozisyonu olası migrasyon gelişmesinde 
önemli rol oynamaktadır [2]. 
Bizim olgumuzda da portun sol internal juguler vene giriş yapı-
larak takılmasının, hastanın obez ve büyük memeli olmasının ka-
teterin migrasyonunda rol oynadığı düşünülmüştür. Bu gibi has-
talarda portun cilt altı dokulara sütür ile fiksasyonu ve kate-
ter ucunun atriokaval bileşke yerine sağ atrium içinde bırakıl-
masının işlem sonrası migrasyon riskini azaltabileceği bildiril-
mektedir [1]. 
Özellikle port implantasyonu sonrası gerek erken dönemde ge-
rekse de kullanılmadığı uzun süreli dönemlerde kateter pozisyo-
nunun akciğer grafisi ile periyodik olarak takip edilmesi öneril-
mektedir. Kateter migrasyonu kateter disfonksiyonu yanı sıra, 
tromboz, venöz flebit ve oklüzyon gibi komplikasyonlara neden 

olabilmesi nedeniyle erken dönemde tedavi edilmelidir. Bu gibi 
durumlarda portun çıkarılması ve isteniyorsa tekrar takılması 
tedavi seçeneği olmakla birlikte, çıkartma işlemi enfeksiyon ris-
ki taşımaktadır ve hasta açısından da rahatsız bir durumdur. Bu 
nedenle, ilk takıldığı andaki port ve kateterinin pozisyonu uygun-
sa transfemoral yolla repozisyon tekniği tercih edilmelidir [2]. 
Transfemoral giriş yapıldıktan sonra repozisyon amacıyla hangi 
kateterin kullanılacağı daha çok migrasyonun derecesine bağ-
lıdır. Karşı subklavyen vene uzanan malpoze santral venöz ka-
teterlerin repozisyonu Simmons ya da Pigtail kateterler ile ba-
şarıyla uygulanmaktadır [3, 4]. Bizim olgumuzda port kateterin 
ucu sağ atriumdan vena kava süperiora migrasyon gösterdiği 
için kement tekniği daha uygun bir yöntem olarak görülmüştür.
Girişimsel radyologlar portların sadece takılması aşamasında 
değil aynı zamanda port kateterlerin erken ve geç dönem komp-
likasyonlarında da etkin rol oynamaktadır. Port kateter mig-
rasyonu için öncelikle implantasyon sırasında gerekli önlemler 
alınmalıdır. Uygun venöz akses sonrası damar içi ve damar dışı 
komponentlerin optimal pozisyonlara yerleştirilmesi; kateter 
migrasyonlarının transfemoral yolla tedavisinde başarılı sonuç-
lar elde edilmesini sağlamaktadır. Perkütan transfemoral yol-
la kement kullanılarak yapılan kateter repozisyonu hem hasta 
hem de uygulayıcı açısından hızlı, kolay, güvenli ve aynı zaman-
da komplikasyon oranları düşük, teknik başarı oranları ise çok 
yüksek bir yöntemdir.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Resim 4. İşlem sonrası port kateterinin ucunun optimal yerleşimli olduğu görü-
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Özet

Kalça çıkıkları en sık travmaya bağlı oluşur. Bu hastaların acil serviste ağrı yöne-

timi ve redüksiyon işlemi oldukça zordur. Redüksiyon için genellikle prosedürel se-

dasyon kullanılmaktadır. Özellikle yaşlı hastalarda prosedürel sedasyon için kulla-

nılabilecek ilaçların önemli yan etkileri bulunmaktadır. Ağrı kontrolü amacıyla kal-

ça kırıklarında kullanılan lokal blokların çıkıklarda kullanımına dair henüz yeterli bil-

gi yoktur. Bu yazıda 65 yaşında, kalça çıkığı olan ve lokal blok uygulaması yapıla-

rak başarılı redüksiyon sağlanan bir hasta sunuldu.

Anahtar Kelimeler

Kalça; Çıkık; Redüksiyon; Sinir; Blok

Abstract

Hip dislocation is most commonly caused by trauma. Reduction procedure and 

pain control of patients with hip dislocation in emergency service is quite difficult. 

Procedural sedation is generally used for the reduction. Pain management with 

drugs may cause a large variety of deleterious side effects especially in aged. 

There is inadequate information yet about performance of local block in hip dis-

locations that used to be performed in order to control the pain of hip fracture. In 

this report, we describe a 65-year- old woman who presented with right hip pain 

and limping as a result of trauma had fascia iliaca compartment block.
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Giriş
Kalça çıkıkları çok sık olmasa da acil servis başvuru nedenle-
ri arasında yer alır. Kalça çıkıkları en sık travmaya bağlı oluşur. 
Bu hastaların acil serviste ağrı yönetimi ve redüksiyon işlemi ol-
dukça zordur. Ağrı kontrolü için kullanılabilecek ilaçların çeşitli 
yan etkileri olabilir. Özellikle yaşlı hastalarda prosedürel sedas-
yon için kullanılabilecek ilaçların önemli yan etkileri bulunmak-
tadır [1,2]. Bu hastalarda ağrı kontrolü için prosedürel sedasyon 
dışında lokal blok işlemleri yapılabilir. Femur fraktürü nedeniy-
le acil servise müracaat etmiş olgularda ağrı kontrolü için fas-
cia iliaca kompartman ve femoral sinir bloğu uygulamalarının 
yapıldığı bilinmektedir [3,4]. Acil serviste kalça çıkıklarının re-
düksiyon işleminde lokal blok uygulamasının etkinliği tam ola-
rak bilinmemektedir. Kalça çıkıklarında bu uygulamalar ile hem 
redüksiyon işlemi esnasında ağrı kontrolü yapmak hem de pro-
sedürel sedasyona bağlı gelişebilecek komplikasyonları önlemek 
mümkün olabilir. Bu çalışmada düşme sonrası kalça çıkığı geli-
şen kalça protez operasyonlusu bir hastanın acil serviste fas-
cia iliaca kompartman bloğu ile gerçekleştirilen redüksiyon işle-
mi paylaşılmaktadır.

Olgu Sunumu
65 yaşında bayan hasta düşme sonrası sağ kalça ağrısı ve yü-
rüme zorluğu şikâyeti ile acil servise başvurdu. Hipertansiyon ve 
kronik obstrüktif akciğer hastalığı tanıları olan hasta, 3 yıl önce 
total sağ kalça protezi ameliyatı olmuştu. Sağ alt ekstremite 
duyu ve periferik arter muayenesi normal olan hastanın alt eks-
tremite hareketlerinin kısıtlı ve ağrılı olduğu tespit edildi. Direkt 
radyografide sağ kalçada yer alan protezin çıkık olduğu saptan-
dı (Resim 1). Bir kez redüksiyon işlemi denendi ve başarılı oluna-
madı. Ağrı kontrolü ve redüksiyon kolaylığı için mevcut hastalık-
ları ve kullanılacak ilaçlara bağlı oluşabilecek yan etkiler nede-
niyle hastaya fascia iliaca kompartman bloğu yapılmasına karar 
verildi. Vital bulguları (SaO2; %88 hariç) normal olan hastanın 
fascia iliaca kompartmanına ultrasonografi (USG) eşliğinde 10 
ml normal salin (%0,9 NaCl), %10 ml Bupivakain HCl (%0.5), 10 
ml Lidokain HCl (%1) den oluşan toplam 30 ml enjeksiyon uygu-

landı [3]. Yeterli anestezi sağlandıktan sonra çıkık ilk denemede 
(Allis yöntemi) başarı ile redükte edildi (Resim 2). Redüksiyon iş-
lemi esnasında prosedürel sedasyon yapılmadığı için hasta acil 
serviste daha kısa süre takip edildi. İşlem sonrasında hasta or-
topedi kliniğine yönlendirildi.

Tartışma ve Sonuç
Aktif yaşam süresince fonksiyonel özelliğinden dolayı kalça ek-
lemi ile ilgili kırık ve çıkık gibi patolojiler oldukça sık olarak görü-
lür [5]. Çocuk yaş döneminde gelişimsel ve septik artrit gibi ne-
denlerle görülebilen kalça çıkığının ise en sık nedeni travmadır 
[6,7] Acil servislerde femur fraktürlerine bağlı ağrı kontrolünde 
femoral sinir bloğu ile uygulama sonrasında 15. ve 30. dakika-
larda ağrının önemli derece azaldığı ve bu rahatlamanın 4. saa-
te kadar devam edebildiği bilinmektedir. Ayrıca bu işlemin USG 
yardımı ile kolayca uygulanabilmektedir [4]. Femur kırık ve çı-
kıkları gibi proteze sahip olgularda oluşabilecek kalça çıkıkla-
rı nadir de olsa acil servise başvuru nedenleri arasında yer alır. 
Bu hastalarda protez yapısında bozulma yoksa redüksiyon ya-
pılabilir. Bu işlem ağrılı ve zordur. Ağrı kontrolü için analjezikler 
ve hatta gerekirse prosedüral sedasyon uygulanmalıdır. Femur 
fraktürü nedeniyle acil servise başvuran hastaların stabilizas-
yon ve ağrı kontrolünde fascia iliaca kompartman bloğu uygu-
lanmaktadır [3,8]. Bu işlemin kolay ve güvenli bir şekilde uygu-
lanması için USG eşliğinde yapılması önerilmektedir [9]. Femur 
fraktürü gibi, kalça çıkıklı ve özellikle yaşlı olgularda redüksiyon 
işlemleri esnasında da çeşitli nedenlerden (sistemik ilaç kulla-
nımına bağlı oluşabilecek yan etkiler) dolayı periferik sinir blo-
ğu uygulaması tercih edilebilir. Bu yöntem ile hem hasta hem de 
doktorun işleme ait memnuniyeti sağlanabilir. Ayrıca lokal blok 
uygulamaları, redüksiyon işleminin başarılı bir şekilde ve kolay-Resim 1. Hastanın kalça grafisinde sağ posterior kalça çıkığı görüntüsü.

Resim 2. Redüksiyon sonrası kalça grafisi.
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ca gerçekleştirilmesine katkı sunduğu gibi hastanın acil serviste 
kalış süresini kısaltabileceği değerlendirilmektedir.  

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Primer renal karsinoid tümör, nöroendokrin hücrelerden köken alan oldukça nadir 

görülen bir neoplazmdır. Bu kadar nadir görülmesi nedeniyle immünohistokimya-

sal karakteristiği net olarak ortaya konulamamıştır. Vakamızda;23 yaşında erkek 

hastanın rastlantısal olarak saptanan sağ renal kitlesi mevcuttu, sağ radikal nef-

rektomi uygulandı. Postoperatif 22 aylık takiplerinde hastada metastaz veya nük-

se rastlanmadı.

Anahtar Kelimeler

Renal Kanser; Nöroendokrin Tümör; Nefrektomi

Abstract

Primary renal carcinoid tumor is an extremely uncommon neoplasm that arises 

from neuroendocrine cells. As it is extremely uncommon, its immunohistochemical 

characteristics have not been clearly determined. In this case, a 23-year-old male 

patient was incidentally identified with right renal mass. Right radical nephrec-

tomy was performed. Postoperative 22-month follow- up showed no metastasis 

or recurrence.
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Introduction
Carcinoids are well differentiated neuroendocrine tumors that 
are common in the gastrointestinal system (74%), bronchial 
system and lung (25%). They also rarely (less than 1%) develop 
in the genitourinary system [1]. 
Primary renal carcinoid tumors are extremely uncommon. Less 
than 65 cases have been reported in the literature [2]. It is 
relatively more frequent in young adults than renal carcinoid 
tumors (median age50). The prevalence in males and females 
is the same. It was reported that 55.8% of patients are admit-
ted to hospital due to abdominal/flank pain and hematuria; only 
13.6% of patients present with carcinoid syndrome [3]. While 
it is identified incidentally in 30% of patients, palpable mass is 
detected in 27%.
In some cases, substances such as chromogranin and serotonin 
can be identified in blood, or serotonin metabolite 5-Hydroxy-
indoleacetic acid (5-HIAA) can be identified in 24-hour urine.

Case Report
A 23-year-old male patient was admitted to general surgery 
clinic due to constipation. Patient history and physical ex-
amination showed no pathologic finding. Biochemical analy-
ses showed urea: 18 mg/dL, creatinine: 0,9 mg/dL, aspartate 
aminotransferase (AST): 30 U/Lt, alanine aminotransferase 
(ALT):35 U/Lt, haemoglobin (Hb): 16 g/ dL, Hematocrit: 47%, 
Platelet: 250000/dL. Posterior-anterior (PA) lung graphy was 
normal. Upper abdomen and pelvic spiral computed tomogra-
phy was taken with and without contrast. Computer tomogra-
phy (CT) showed a 9x7.5x7.5 centimetre (cm) mass lesion in 
the right kidney upper median posterolateral, which pushes the 
kidney towards the median and grew into posterior perirenal 
fatty tissue and infiltrated renal sinus fatty tissue. The mass 
contained a necrotic region and showed weaker contrast than 
the kidney (Images 1).
The patient underwent right radical nephrectomy on 11 May 
2011. The patient was diagnosed with carcinoid tumor via 
pathologic evaluation. Postoperative somatostatin (octreotide) 
scintigraphy was normal. No tumor was found in esophago-
gastroduodenoscopy or colonoscopy. Postoperative 22-month 
follow-up showed no local recurrence or metastasis. 

Pathology
Grossly, the nephrectomy material was measured 13x11x8 cm. 
On section, well circumscribed encapsulated solid mass, local-
ized on one pole, beneath the renal capsule and involving both 
cortex and medulla was detected. The mass measured 7cm in 
greatest dimension and the cut surface was diffusely haemor-
rhagic.
Microscopically the encapsulated tumor consisted of uniform 
cells arranged in trabecules, rows, glandular structures and ex-
hibited ribbon like pattern (Fig 1-A). The tumor cells were of 
uniform, small to intermediate size with hyperchromatic, round 
nuclei and moderate amount of cytoplasm. The stroma was dif-
fusely haemorrhagic (Fig 1- B), the cells were necrobiotic and 
dissociated in most areas and this feature made the evaluation 
of the mitotic rate difficult. However the Ki-67 index was lower 
than 1%. Although the tumor cells invaded its own capsule in 
some foci, they didn’t invade the renal parenchyma. Perineural 
invasion was observed (Fig 1-C). Immunohistochemically the tu-
mor showed diffuse positivity for vimentin, NSE (neuron specific 
enolaza) (Fig 1-D), synaptophysin ( Fig 1-E )  and CK18. Most of 
the cells were chromogranin positive (Fig 1-F) whereas a wide 
range of markers performed (CD10, RCC, EMA, panCK, HMWCK, 
CK7, CK20, CK8, CEA, inhibin, melanA, S100, TTF-1,WT1, CD99, 
CD56, SMA) were negative. The tumor was reported as neuro-
endocrine tumor consistent with carcinoid. It is also noted on 
the report that after a thorough search of all the organs and 
the systems and with the exclusion of another tumor, this tumor 
could be accepted as a primary renal carcinoid. 

Discussion
Primary renal carcinoid tumor was first reported in 1966, by 
Resnick. Since then, due to the rarity of this disease, prognosis, 
clinical behavior and immunohistochemical characteristics have 
not   been clearly determined [4].
Renal carcinoid tumor arises from neuroendocrine cells, as with 
other localizations of carcinoid tumor. Normal kidney tissue 
does not contain neuroendocrine cells.
Several hypotheses have been suggested in an attempt to ex-
plain how neuroendocrine cells, which play a role in pathogen-
esis of carcinoid tumor, reach the kidney. These hypotheses 
include congenital and acquired renal anomalies. Metaplasia in 

Figure 1. Microscopically tumor consisted of uniform cells arranged in trabecules, 
rows, glandular structures(A). The stroma was diffusely haemorrhagic (B), Perineu-
ral invasion was observed (C). Immunohistochemically the tumor showed diffuse 
positivity for vimentin, NSE (D), synaptophysin ( E )  and chromogranin positive (F).

İmages 1. CT of the abdomen revealed a large malignant mass arising from the 
right kidney.
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pyelocaliceal urothelium due to chronic inflammation; metasta-
sis from non-established primary tumor; trapped or wrong lo-
calization of pancreatic tissue or neural crest cells in the kidney 
during embryogenesis; activation of common gene sequences 
in multipotent primitive root cells with neuroendocrine pro-
grammed cells; and simultaneous congenital renal anomalies 
[5,6].
A review by Romero et al. found other accompanying renal pa-
thologies in 26.8% of patients. Horseshoe kidney was identified 
in 17.8%, renal teratoma was identified in 14.3% and polycystic 
renal disease was identified in 1.8% of patients [7]. Relative 
risk for renal carcinoid in patients with horseshoe kidney was 
reported to be 62–82% [5].
These tumors are often identified during the fourth decade 
(range 13–68, mean 47). The prevalence in males and females 
is the same. Common symptoms are abdominal/flank pain, ab-
dominal mass, loss of weight and hematuria.
Laboratory diagnosis involves identification of neuroendocrine 
substances in blood and urine. These include serum chromo-
granin, serotonin, glucagon, gastrin, somatostatin, calcitonin, 
pancreatic peptide, vasoactive intestinal peptide, adrenocorti-
cotropic hormone (ACTH) and 5HIAA in urine. However, there is 
currently no chemical test to endocrinologically identify wheth-
er silent renal masses are renal carcinoid.
Radiological findings observed in carcinoid tumors are common 
with renal cell carcinoma (RCC). Radiological imaging shows 
calcification in approximately 26.5% of renal carcinoid tumors. 
Lesion is monitored heterogeneously. CT shows minimal con-
trast involvement, while angiography shows hypo-vascular or 
avascular lesion. Recently, octreotide scintigraphy began to be 
used as sensitive imaging modality in diagnosis and staging of 
the tumor. Primary carcinoid tumor and metastases show high 
affinity to more than 85% of somatostatin receptors [8].
Metastasis rate of carcinoid tumors is directly related to the 
dimensions of the primary tumor. Primary renal carcinoid tu-
mors show less aggressive biological character than RCC [6]. In 
general, metastases are present in 45.6% of cases at the time 
of diagnosis and metastasis develops in 59% of patients. The 
tumors that develop metastasis are larger than 4 cm. Generally, 
metastases occur in regional lymph nodes, liver and bones.
Primary treatment in primary renal carcinoid tumors involves 
surgical resection and regional lymph node dissection. Lymph 
node metastasis is present during surgery in 47% of patients. In 
43-month postoperative follow-ups, although lymph node me-
tastasis was present in pathology specimens, the absence of 
evidence for the disease was taken to indicate the possibility of 
surgical and curative treatment [7]. 
When renal carcinoid is detected, potential primary lesions 
should be analyzed via another focus [8]. Octreotide scintigra-
phy is the first and most important diagnostic test. Serum chro-
mograninand urine 5-HIAA identification is used in the absence 
of neuroendocrine symptoms.
It was reported that 50% metastasis can develop in postopera-
tive 7th year. Therefore, long-term follow-up is necessary. Bio-
markers should be examined at 3–6 month intervals; imaging 
should be conducted at 6–12 month intervals.
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Özet

İnkomplet çift aortik ark nadir bir vasküler anomalidir. Bu vakada dispne ve disfa-

ji şikayeti ile gelen astım yanlış tanılı inkomplet çift aortik ark olgusunun karakte-

ristik görüntüleme bulguları sunulmuştur.
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Abstract

Incomplete double aortic arch is a rare vascular anomaly. We describe a case of 

distinctive imaging features of incomplete double aortic arch misdiagnosed as 

asthma that admitted with dyspnea and dysphagia.
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Introduction
Incomplete double aortic arch is a rare anomaly resulting from 
atresia. This anomaly is a rare cause of a potentially symptom-
atic vascular ring[1, 2]. Incomplete double aortic arch anomalies 
look like typical double aortic arches, but atresia of a fragment 
of the left arch is present,  resulting in a non-patent fibrous 
cord[2]. This anatomic vascular anomaly may cause stridor, 
wheezing or dysphagia[3]. Contrast-enhanced CT is a important 
tool in evaluating patients with aortic arch abnormalities and 
it allows for multiplanar visualization of aortic anatomy while 
clearly depicting any associated mass effect on the adjacent 
trachea or esophagus. We describe distinctive imaging features 
in a case of incomplete double aortic arch misdiagnosed as 
asthma. 

Case Report
We present a ten-year-old girl who admitted with dyspnea and 
dysphagia. Physical examination and history revealed cough, 
that didn’t respond to medical asthma therapy. In order to show 
relation between the tracheobronchial tree and the abnormal 
vascular structure, contrast-enhanced multi-detector CT was 
performed. Axial MIP images showed right archus aorta, incom-
plete double aortic arch with left arch atresia and aortic di-
verticulum (Fig. 1). Three dimensional reconstructed CT images 
made it easier to see the narrowing of the tracheobronchial 
tree (Fig. 2).

Discussion
All reported vascular rings represents less than 1-% of all con-
genital cardiovascular anomalies. Incomplete double aortic arch 
occurs because of atresia during the embryonic period at any 
point on either side of double aortic arch[2]. Incomplete double 
aortic arch include a non-patent fibrous cord connecting the 
descending aortic diverticulum[1]. This potential vascular ring 
usually shows itself with tracheoesophageal compression.
The lack of complete left arch easily distinguishes incomplete 
double aortic arch with distal left arch atresia from complete 
double arch. Incomplete double aortic arch include two types 
depending on localization of atresia. Atresia occurs distal to 
left ductus with resulting fibrous cord that inserts in descending 
aortic diverticulum (subtype 1). Atresia occurs between left sub-
clavian artery and ductus with resulting fibrous cord. Both cord 
and left ductus insert in aortic diverticulum (subtype 2). These 
two forms of incomplete double aortic arch are indistinguish-
able by imaging, because the ductus and the fibrous cord are 

not visible on MR or CT images[1].
Relationship with adjacent structures of aortic arch can be ac-
curately defined by CT and MR. These methods allow virtual 
demonstration of vessels with possibility of 3-D display. Addi-
tionally, the vessels are assessable by MR techniques not re-
quiring intravenous contrast injection. In our case MR angiog-
raphy could not be examined because of technical problems on 
the device. We tried to demonstrate 3-D definition and multi-
planar reconstruction of the airway and aortic diverticulum with 
multidetector contrast-enhanced CT. Identification and demon-
stration of some of the anatomical features such as tracheal 
narrowing, esophageal compression, aortic diverticulum are 
important for the surgeon to be aware of anatomic possibilities 
and to predict the course of operation.
Most congenital abnormalities of the aortic arch cause respira-
tory symptoms and swallowing difficulties[4]. Main symptoms 
of our patient were also dysphagia and dyspnea. Some cases 
reported different presentations like heart failure, widening 
of the superior mediastinum on chest radiograph[5], recurring 
pneumonia[3], postprandial choking and respiratory distress[6]. 
Two cases with incomplete double aortic arch reported as mis-
diagnosed asthma in the literature[7, 8]. Similarly, the present 
case had been treated for asthma for 8 years but symptoms 
hadn’t completely reduced.
In conclusion, vascular ring abnormalities such as incomplete 
double aortic arch with distal left arch atresia should be in mind 
for the differential diagnosis of asthma and dysphagia combi-
nation in early ages. Contrast-enhanced CT may provide reli-
able diagnostic information for therapy planning.
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Özet

Duchene müsküler distrofi (DMD), çocukluk çağında en yaygın görülen müsküler 

distrofi formudur. X’e bağlı kalıtılıp, distrofin genindeki defektten kaynaklanır. İs-

kelet kaslarında zayıflık, solunumsal semptomlar ve elektrokardiyografik değişik-

likler küçük yaşlarda başlar. Erken çocukluk yaşlarında başlayan progresif proksi-

mal güçsüzlük ve kardiyomiyopati ile karakterizedir. Bu hastalarda anestezi yöne-

timi kas güçsüzlüğü ve kardiyak problemler ve maling hipertermiye yatkınlık ol-

ması nedeniyle özelliklidir. İnhalasyon ajanları ve süksinilkolin gibi bazı tetikleyi-

ci ajanlar rabdomiyoliz, serum CK (kreatinin kinaz) düzeyinde artış, hiperkalemi ve 

kardiyak arreste neden olabilir. Bu nedenle tetikleyici ajanlardan kaçınılması öne-

rilmektedir. Bu sunuda, DMD tanısı alan, kooperasyon kurulamadığı için diş çeki-

mi işlemi gerçekleştirilememiş çocuk olguda sedasyonla güvenli anestezi yaklaşı-

mı tartışılmıştır.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Duchenne Muscular Distrophy is most common muscular dystrophy form in child-

hood. It’s an X-linked disorder that caused by dystrophin gene defect. Skeletal 

muscle weakness, respiratory syptoms and electrocardiographic differences begin 

in erly ages. It’s characterized by progressive proximal weakness occurs in early 

childhood and cardiomyopathy. Anesthesia management is important because 

of muscle weakness, cardiac problems and tendency to malignant hyperthermia. 

Some trigger agents such as inhalation anesthetics and succinylcholine may 

cause rhabdomyolysis, reduced level of serum creatinine kinase (CK) hyperkalemia 

and cardiacarrest. So İt’s suggested to avoid from trigger agents. In this case, a 

safe anestthetic method is discussed in a case whose dental treatment could not 

performed because of noncooperation with patient.
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Giriş
Duchene müsküler distrofi (DMD), çocukluk çağında en yaygın 
görülen müsküler distrofi formudur. Düz kas, iskelet kası, kalp 
kasında ilerleyici dejenerasyona neden olur. Erken çocukluk yaş-
larında başlayan progresif proksimal güçsüzlük ve kardiyomiyo-
pati ile karakterizedir. Kaslarda zayıflık 2-3 yaşlarında başlar, 5 
yaşlarında genellikle diaframın etkilenmesi nedeniyle tekrarla-
yan pnömoniler ve solunum yetmezliğine yol açar. Otuzlu yaşlar-
da DMD’li hastaların % 90’ında kardiyak ve pulmoner yetmez-
lik gelişir. Bu hastalarda kas güçsüzlüğü ve kardiyak problemler 
nedeniyle anestezi yönetimi özelliklidir. İnhalasyon ajanları ve 
süksinilkolin gibi bazı tetikleyici ajanlar rabdomiyoliz, serum CK 
(kreatinin kinaz) düzeyinde artış, hiperkalemi ve kardiyak arreste 
neden olabilir. Bu nedenle malign hipertermiyi tetikleyici ajan-
lardan kaçınılması önerilmektedir [1-3]. Propofolün riyanodin-
Ca reseptörlerini aktive etmediği dolayısıyla malign hipertermi-
yi tetiklemediği gösterilmiştir [4]. Dental tedavilerin çoğu lokal 
anestezi ile yapılabilmektedir. Ancak çocuk veya mental retarde 
hastalarla kooperasyon kurabilmek her zaman mümkün olma-
maktadır. Bu durumlarda sedasyon veya genel anestezi gerek-
mektedir [5]. Bu olguda, DMD tanısı olan, kooperasyon kurula-
madığı için diş çekimi işlemi gerçekleştirilememiş çocuk hasta-
da sedasyonla güvenli anestezi yaklaşımı tartışılmıştır.

Olgu Sunumu
Sekiz yaşında, 25 kg ağırlığında, beş yıl önce kas biyopsisi ile 
DMD tanısı almış erkek hastaya diş tedavisi planlandı. Hastanın 
aynı zamanda otizmi mevcuttu. Fizik muayenesinde Gowers ara-
zı ve her iki alt extremitesinde psödohipertrofi vardı. Preopera-
tif değerlendirmesinde ekokardiyografi (EKO) bulguları normal 
olup kardiyak tutulum saptanmadı. Solunum fonksiyon testle-
rinde FEV1:1.41, FEV1/FVC:% 85 olup solunum yetmezliği yok-
tu. Ameliyat öncesi kan örneklerinde tam kan sayımı, koagülas-
yon testleri normaldi. Kan biyokimyasında AST:205 u/L, ALT:328 
u/L, LDH: 1876 u/L iken diğer parametreleri normaldi. Hasta 
premedikasyon yapılmadan ameliyathaneye alındı. Damar yolu 
açılarak, standart monitorizasyon (noninvaziv kan basıncı, elekt-
rokardiyogram, SPO2, solunum sayısı, nasal maske ile end-tidal 
CO2) sağlandı. Operasyon öncesi malign hipertermi ve rabdo-
miyoliz riskinden kaçınmak için tamamen temizlenmiş anestezi 
cihazında %100 oksijen (2L/dk) nasal maskeyle verildi. Hastanın 
spontan solunumu korunarak, başlangıçta 2 mg/kg propofol ile 
anestezi indüksiyonu sağlandı. Ramsey Sedasyon Skalası <4 ol-
duğunda ya da hasta hareket ettiğinde başlangıç dozların yarısı 
tekrar verildi. Aralıklı bolus dozlar şeklinde toplam 110 mg pro-
pofol uygulandı. Çekim yapılacak dişlere 4 ml articain (Ultraca-
ine DS) ile lokal anestezik infiltrasyonu uygulandıktan sonra, 85 
ve 64 nolu dişlerine dolgu; 52,54,55,62,65,84 nolu dişlerine çe-
kim uygulandı. Operasyon süresince vücut ısısı, noninvaziv kan 
basıncı, kalp atım hızı, SPO2 takip edildi. İşlem süresince kalp 
hızı 60-70 atım/dk, kan basıncı 88-104/50-68 mmHg, saturas-
yon düzeyi %97-100, ETCO2 35-45 mmHg, solunum hızı 14-20 
solunum/dk düzeylerinde seyretti. Peroperatif dönemde herhan-
gi bir komplikasyonla karşılaşılmadı. İşlem sırasında ve sonra-
sında sekresyon artışı, laringospazm, hipoksi, aritmi, bradikar-
di, hipotansiyon ve hipertansiyon gibi yan etkilere rastlanmadı. 
Ameliyat süresi toplam 20 dk olarak kaydedildi. Ramsey Sedas-
yon Skalası < 3 olunca derlenme odasına alındı. Derlenme oda-

sında nasal kanülle 2-3 L/dk oksijen verildi. Derlenme odasında 
takip edilen hasta 15 dakika sonra uyanık, alert ve sorulara ce-
vap verir duruma gelince servise alındı. Postoperatif vücut ısısı, 
vital bulguları yakından takip edildi. İşlem sonrası ikinci saatte 
hasta oral sıvılarla beslendi. Postoperatif herhangi bir yan etki 
gözlenmedi. Vitalleri ve vücut ısısı stabil olan hasta postopera-
tif altıncı saatte sağlıkla taburcu edildi.

Tartışma
Duchene Muscular Distrofi (DMD) X’e bağlı kalıtılan, distrofin 
genindeki defektten kaynaklanan bir hastalıktır. İskelet kasların-
da zayıflık, solunumsal semptomlar ve elektrokardiyografik de-
ğişiklikler küçük yaşlarda başlar. DMD’li hastalar 15-20’li yaş-
larda solunumsal komplikasyonlar, konjestif kalp yetmezliği ve 
aritmiler nedeniyle kaybedilir [1-6]. Bu hastaların anestezi yö-
netimi malign hipertermi bakımından risklidir. Bazı araştırma-
cılar hayatı tehtid eden rabdomiyolize neden olacağı için inha-
lasyon ajanlarından sakınırken, bazıları kontrendike olduklarına 
dair ciddi kanıtlar olmadığını düşünmektedirler [7]. Depolarizan 
bir kas gevşetici olan süksinilkolin ciddi hiperkalemiye neden 
olup malign hipertermiyi tetikleyebilir. Bu nedenle süksinilkolin-
den sakınılmalıdır. Bu hastalarda; üst solunum yolu obstrüksiyo-
nu, belli anestezik ajanlara karşı gelişen potansiyel fetal reaksi-
yonlar, atelektazi, konjestif kalp yetmezliği, kardiyak disritmiler, 
solunum yetmezliği ve mekanik ventilatörden ayrılmada güçlük 
gibi sebeplerle genel anestezi yüksek risklidir [3].
Olgumuzda anestezi yönetimi planlarken, genel anesteziden ve 
endotrakeal entübasyondan kaçınıp, spontan solunumun koru-
narak gerçekleştirilen sedasyonun optimal seçenek olduğunu 
düşündük. Muskuler distrofili hastalarda girişimsel işlemler için 
sedasyon amacıyla çeşitli ajanlar kullanılmıştır. Propofol mus-
kuler distrofili hastalarda genel anestezide güvenle kullanılan 
bir ajandır [8]. Biz olgumuzda, günübirlik hastada hem tahmini 
işlem süresinin kısa olması hem de genel anestezinin olası risk-
lerinden kaçınmak amacıyla propofol kullandık. Böylece hasta-
nın diş tedavisini konforlu ve güvenli bir şekilde gerçekleştir-
dik. İnhalasyon ajanlarıyla teması önlemek adına yüksek oksijen 
akımıyla sistemi temizleyip, vaporizatörü çıkardık, soda-lime ve 
hasta devresini değiştirdik. İşlem süresince ihtiyaç halinde pro-
pofol aralıklı bolus uygulamalarla tekrarladık. İyi bir doz titras-
yonu sayesinde propofolün hemodinamik ve solunumsal fonksi-
yonlar üzerindeki olası yan etkileri ortaya çıkmadı. Ayrıca pro-
pofolün kısa etki süresi nedeniyle derlenme ve hastaneden çıkış 
çabuk oldu. Antiemetik etkisi sayesinde bulantı kusma yaşan-
madı. Bunun yanında maling hipertermi veya benzeri hiperdina-
mik durumlardan sakınmış olduk. 
Sonuç olarak; DMD’li hastalarda anestezi olası maling hiperter-
mi riski ve kas güçsüzlüğü nedeniyle özelliklidir. Bu hastalarda 
maling hipertermiyi tetikleyen ajanlardan kaçınılmalıdır. Biz ol-
gumuzda, hastamızın kooperasyon kurulamadığı için gerçekleş-
tirilemeyen diş tedavisini, propofol ile sedasyon sağlayarak kon-
forlu bir şekilde gerçekleştirdik ve maling hipertermi bakımın-
dan güvenli bir yöntem tercih ederek komplikasyon gelişme ris-
kini en aza indirmiş olduk.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet
On dokuz yaşında bir erkek hasta, erken çocukluğundan beri olan sağ gözünde gör-
me azlığı ile başvurdu. Düzeltilmiş en iyi görme keskinliği, sağ gözde 10 cm’ den 
parmak sayma ve sol gözünde 1.0 idi. Relatif afferent pupil defekti yoktu; refrak-
siyon değerleri, sağ gözde -6.50 -1.25 x 110 ve sol gözde -0.25 değerindeydi. Bi-
yomikroskobik mueyene ve göz içi basıncı her iki gözde normaldi. Fundus muaye-
nesinde, sağ gözde geniş, çukurlaşmış disk, üst vasküler arkuat boyunca uzanan 
aşırı myelinli peripapiller retina sinir lifleri mevcuttu. Optik koherens tomografi, 
sağ gözde üst kadranda incelme ile birlikte normal ortalama peripapiller retina si-
nir lifi tabakası kalınlığı (RSLT) ve anormal foveal kontur göstermekteydi. Myelinli 
retinal sinir lifleri, ortalama peripapiller RSLT kalınlığında değişikliklere neden ol-
masa da, anormal foveal morfoloji ve anizometrik miyopi ile ciddi görme kaybı-
na neden olabilir.

Anahtar Kelimeler
Myelinli Retina Sinir Lifleri; Optik Kohorens Tomografi; Retina Sinir Lifi Tabaka-
sı Kalınlığı

Abstract

A 19-year-old male presented with low vision in the right eye since early child-

hood. Best corrected visual acuity was counting fingers at 10 cm and 1.0 in the 

right and left eyes. There was no relative afferent pupillary defect; refraction was 

-6.50 -1.25 x 110 and -0.25 in the right and left eyes. Biomicroscopic examination 

and intraocular pressures were normal in both eyes. On fundus examination, there 

was large, cupped disk, extensive peripapillary myelinated retinal nerve fibers ex-

tending along superior vascular arcade in the right eye. Optical coherence tomog-

raphy showed normal average peripapillary retinal nerve fiber layer (RNFL) thick-

ness with thinning in superior quadrant and abnormal foveal contour in the right 

eye. Although MRNF not cause changes in average RNFL thickness, may cause 

to serious vision loss by abnormal foveal morphology and anisometropic myopia.
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Introduction
Myelination of the optic nerve begins at the 32nd pregnancy 
week from the lateral geniculate nucleus and finishes at term. It 
arrives the lamina cribrosa a short time after birth [1]. Myelin-
ated retinal nerve fibers (MRNF) are not normally found in the 
human retina, but histopathologic studies have demonstrated 
that pieces of MRNF contain oligodendrocytes [2]. Williams 
suggested that a defect in the lamina cribrosa would cause en-
try of oligodendrocytes into the retina [2]. It was supported by 
extensive retinal myelination in animals with little or no lamina 
cribrosa [2].
Anisometropic myopia, strabismus, abnormal foveal morphol-
ogy, amblyopia and reduced vision may be associated with 
MRNF [4,5].
In this report, we present optical coherence tomography (OCT) 
findings in a patient with unilateral peripapillary myelinated 
retinal nerve fibers.

Case Report
A 19-year-old male presented with low vision in the right eye 
since early childhood. Best corrected visual acuity was count-
ing fingers at 10 cm and 1.0 in the right and left eyes. Pupils 
did not show relative afferent pupillary defect; refraction was 
-6.50 -1.25 x 110 and -0.25 in the right and left eyes. Biomicro-
scopic examination and intraocular pressures were normal in 
both eyes. On fundus examination, there was large, cupped disk, 
extensive peripapillary MRNF extending along superior vascular 
arcade in the right eye (Figure 1). Optical coherence tomogra-
phy (OCT) (Spectral OCT SLO, OPKO/OTI Instrumentation, Mi-
ami, FL, USA) showed normal average retinal nerve fiber layer 
(RNFL) thickness with thinning in superior quadrant (Figure 2) 
and abnormal foveal contour in the right eye (Figure 3). In ad-
dition, our patient has had epilepsy and chronic renal failure 
secondary to vesicoureteral reflux. 

Discussion
Peripapillary MRNF can be congenital or acquired. Congenital 
retinal myelination is a developmental anomaly and the inci-
dence in the population is 0.3-0.6%. Coexistence of MRNF and 
ipsilateral high myopia, amblyopia, strabismus, optic disk hypo-

plasia and vision loss has been reported in the literature [4,5].
Gharai et al. evaluated MRNF with OCT and reported that peri-
papillary MRNF involving the macula can cause foveal ectopia, 
deprivation amblyopia and vision loss [6]. They suggested that 
foveal position can be detected only by OCT.
In our case, OCT showed normal average RNFL thickness with 
thinning in superior quadrant and abnormal foveal contour in 
the right eye. Peripapillary MRNF extending along superior vas-
cular arcade can explain the decreased thickness of superior 
RNFL.
In addition, our patient has had epilepsy and chronic renal fail-
ure secondary to vesicoureteral reflux, but this association has 
never been reported in the literature.  
In this case, low vision in the right eye with MRNF may have 
been due to foveal abnormality, anisometropic amblyopia, or 
optic disk hypoplasia. 
To the best of our knowledge, this is the first report of the OCT 
findings including peripapillary RNFL in a patient with MRNF. 
Although MRNF not cause changes in average RNFL thickness, 
may cause to serious vision loss by abnormal foveal morphol-
ogy and anisometropic myopia.
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Figure 3. Optical coherence tomography showed abnormal foveal contour in right 
eye.

Figure 2. Optical coherence tomography showed normal average retinal nerve 
fiber layer thickness with thinning in superior quadrant in right eye and normal 
average retinal nerve fiber layer thickness in left eye.

Figure 1. Fundus photography of the patient’s right eye showed large, cupped disk, 
extensive peripapillary myelinated retinal nerve fibers extending along superior 
vascular arcade.
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Özet

22 yaşında, kız, ebelik bölümü öğrencisi, Bell paralizi House-Breckman Evre 6 tanı-

sı ile kortikosteroid ve antiviral ajanla tedavi edildi. 6 hafta sonra, House –Breck-

man Evre 3 olan ve düzelmeyen hastaya, akupunktur tedavisi uygulandı. Akupunk-

tur tedavisinde, lokal ve distal akupunktur noktaları, kulakta, vücutta ve yüzde kul-

lanıldı. Kulak akupunkturu, kulak dedeksiyonu ile iki seans uygulandı. 6 seans vü-

cut ve yüz akupunktur noktalarına elektro-akupunktur uygulandı. 10 seans içinde, 

felçli yüz yarısında tamamen düzelme oldu. ST2 noktasında küçük bir ekimoz oluş-

tu. Yüz simetrisi, yetişkinler,  çocuklar ve hamile kadınlar için kişiler arası cazibe-

de etkilidir. Medikal seçenekler, sekel Bell paralizili hastalarda sınırlı kalmaktadır. 

Klinik ve elektrofizyolojik daha çok çalışmalarla, akupunkturun Bell paralizisinde-

ki etkinliği gösterilmelidir. 
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Abstract
A 22-year-old female patient, a midwifery student, had treatment with corticoste-
roid and antiviral agents as soon as Bell Palsy (BP) was diagnosed (House-Breck-
man stage 6). Six weeks later, patient didn’t recover, while in House-Breckman 
stage 3, acupuncture was perfomed and local and distal acupoints were used with 
ears, body and face. Ear acupuncture point was used two times with detection. 
In the course of six sessions body and face points were stimulated by electroacu-
puncture. After ten acupuncture treatments, the subjective symptoms and the 
facial motion on the affected side improved. There was an spotting ecchymosis 
the ST2 points on. The symmetry of the face is a determinant of facial charm 
and influences interpersonal attraction for adults, children and pregnant women. 
Medical options for the sequelae of BP are limited. Acupuncture’s effectively in 
Bell palsy patients’ should be shown with more clinical and electrophysiological 
studies.
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Introduction
The incidence of Bell’s palsy globally is approximately 
30/100000 people per year. The prognosis is good, and approx-
imately 70% of patients recover completely within 6 months 
without treatment. However, 30% of BP patients have sequel-
ae, such as residual paresis (29%), contracture (17%), and facial 
spasm or synkinesis (16%). The incomplete recovery of facial 
symmetry can have a long-term impact on the quality of life, 
such as difficulty with drinking, eating and speaking, as well as 
psychosocial problems [1]. For children a study has indicated a 
favorable prognosis. But even with steroid therapy some were 
healed with sequelae [2]. Reports have shown that women of 
reproductive age are affected two to four times more often 
than men of the same age, and pregnant women 3.3 times 
more often than non-pregnant women. Corticosteroids in preg-
nancy are controversial [3]. Corticosteroids are currently the 
drug of choice when medical therapy is needed. Antivirals, in 
contrast, are not superior to placebo according to the most reli-
able studies. At the time of publication, there is no consensus 
as to the benefit of acupuncture or surgical decompression of 
the facial nerve [4]. The symmetry of the face is important for 
facial beauty and influences personal attraction for everyone. 
So, acupuncture treatment can be used to stop the developing 
sequelae. 

Case Report
November 2013 a 22- year-old female patient presented with 
severe retroauricular pain and lingering facial movement on left 
hemifacial area. She was subsequebtly diagnosed with BP in 
the hospital. She was treated with corticosteroid and antiviral 
agents and lubricating drops as soon as diagnosed. Oral predni-
sone and acyclovir were used in descending doses. The patient 
used these drugs, but after six weeks her illness regressed to 
House-Breckman stage 3. She was restless with her face asym-
metry and facial inactivity. It was decided to try acupuncture 
treatment. Whole inserted needle were disposable, 0.25*25 
mm. size and inserted perpendicular to skin. Sessions were for a 
duration of 30 minutes two times in a week. ACTH point, Inter-
ferone point, Main Omega point, Anti agression point and Anti 
depression point were detected in the dominant ear. Gold plat-
ed needles were used ACTH, Interferone, Main Omega and Anti 
depression points. A silver plated needle was used Anti agres-
sion point. These points responded in the first two sessions but 
not the third. The whole body and face points inserted needle by 
steel needles. ST 36, LI4 and LIV3 points were used bilaterally 
as distal acupoints. LI4 and LIV3 were used if there was pain 
and used only four sessions. ST 36 was used in every session 
with electroacupuncture. ST2, ST3, ST4, ST5, ST6, ST7, LI20, 
BL2, TW23, GB1, GB14, SI18, CV24, GV26 points were selected 
and the affected face side was stimulated with electroacupunc-
ture. Electroacupuncture was used depending on patient dura-
bility using by 2-4 hertz stimulation and continous wave for six 
sessions. After these when muscle tonus came recovery, four 
sessions cosmetic acupuncture aplied to lift up for the face. 
BL3, BL4,  extrensek 5 was used bilaterally, GV24, GB2, ying 
tang, TW 17, TW21, SI19 were used on the selected affected 
face points side. In addition, 0.16*7 mm. needles were used on 
the affected  face points side, and three separate needles sank 

to extrensek 2, 3, 4 and local eye and mouth points Figure 1. 
As we told, face symmetry is a determinant of facial beauty 
Figure 2, 3. 

Discussion
The mechanism of Bell’s palsy is an inflammatory process of 
the facial nerve leading to its compression along this narrow 
segment of the fallopian canal [4]. Clinical trials have found that 
acupuncture is at least as effective as corticosteroids in treat-
ing Bell’s palsy [5], and that eletroacupuncture treatment at the 

Figure 1. Patient is receiving acupuncture in the clinic.

Figure 2. After acupuncture treatments.

Figure 3. After acupuncture treatments.
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Zusanli ST36 acupoints of rats could restore the balance to the 
Th1/Th2/Th17/Treg T helper cell responses by stimulating the 
hypothalamus to increase ACTH production. This is of impor-
tance since the hypothalamus is considered to be a key regula-
tor of various physiological and pathophysiological processes 
including emotion, autonomic activity, and pain. β-endorphin is 
an important opioid present in brain, and electroacupuncture 
stimulation could serve as an analgesic function by activating 
ACTH and/or beta-endorphin release by the brain so resulting 
in increased hormone release [6]. In this respect ACTH and ST 
36 points can be used to reduce this inflammation, like steroids. 
Although, the etiology of BP is unknown but viral infection, vas-
cular ischemia, or autoimmune disease has been postulated as 
possible pathomechanisms [7], for this reason it is prefered to 
use Interferone and Main Omega points to treat viral infection 
and stimulate body immune system. In order to reduce patient’s 
upset Anti agression and Anti depression points are used. And 
it is thought that endomorphin-1, beta endorphin, encephalin, 
and serotonin levels increase in plasma and brain tissue through 
acupuncture application. Increases of endomorphin-1, beta en-
dorphin, encephalin, serotonin, and dopamine cause analgesia, 
sedation, and recovery in motor functions. And they also have 
immunomodulator effects on the immune system [8]. Face acu-
points were prefered on or near locations acupoints, especially 
impaired movements area. Because, a collection of the activat-
ed neural and neuroactive components distributed in the skin, 
muscle, and connective tissues surrounding the inserted needle 
is defined as a neural acupuncture unit (NAU). The neuroactive 
components are mast cells, sympathetic nerve-rich blood ves-
sels, and small lymphatic vessels. In addition to mast cells that 
release many neuroactive mediators, including histamine, sub-
stance P (SP), and other immune factors via a degranulation 
mechanism in response to acupuncture stimulation, other non-
neuronal cells, including macrophages, fibroblasts, lymphocytes, 
platelets, and keratinocytes are also involved in the modulation 
of local and afferent signals of NAUs. These cells release vari-
ous transmitters, modulators, inflammatory and immune fac-
tors, which directly or indirectly act at corresponding receptors 
on the surface of peripheral afferent fibers [9]. For stimulated 
these neural acupuncture unit effectively used  electroacupunc-
ture. This application is, significant clinical efficacy on periph-
eral facial paralysis and there are no any significant differences 
in the efficacy among the different waveforms [10]. This is es-
pecially true for muscles under continuous tonic contraction. 
The inhibition of the muscle tone by acupuncture stimulation 
may be related to the functional recovery of the facial nerve 
and associated muscles [11]. Also, the post-stroke depression 
(PSD) can be ameliorated by electro-acupuncture treatment and 
that the PSD improvement of stroke patients with good motor 
grade is greater than that of stroke patients with poor motor 
grade [12]. As a result, we evoked the suffering damage or not 
to recovery completely nerves, also, acupuncture arenged the 
humoral mechanism. Our aim is to evaluate the safety and ef-
ficacy of acupuncture on the sequelae of BP, patients’ happiness 
and face’s beauty. Especially, if patients do not to want to use 
medical treatments or their special conditions (child, pregnancy, 
another disease or diseases) do not suitable for to use medi-
cal treatments or if there was a complications, acupuncture 

should prefered. We thought that, all methods should use for 
the disease treatment is important. But, of course, studies may 
require large, randomized, and placebo-controlled clinical trial 
with sufficient, efficacy and its mechanisms follow-up time. And 
to choose a valid and credible control procedure and to follow 
CONSORT checklist and STRICTA recommendations will im-
prove the quality of acupuncture studies [13]. 
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Özet

Altmış dokuz yaşında retinitis pigmentoza tanısı olan erkek hasta polikliniğimize 

başvurdu. Yapılan muayenede fundoskopi retinitis pigmentoza ile uyumluydu. Ma-

kula ödemi saptanan hastaya, maküler anatominin incelenmesi için optik koherens 

tomografi ve maküler fonksiyonlar için mikroperimetri testleri uygulandı. Optik ko-

herens tomografi ile makulada kronik ödemi destekler bulgular saptandı. Mikro-

perimetri ile santral 20 derecelik alanda ortalama retinal duyarlılık her iki gözde 

8-10 desibel ölçüldü. Bu makalede retinitis pigmentoza zemininde kronik makula 

ödemi olan bir olgunun, retinal fonksiyonların değerlendirilmesinde mikroperimet-

rinin öneminin vurgulanması amaçlanmıştır. 

Anahtar Kelimeler

Makula Ödemi; Mikroperimetri; Retinitis Pigmentoza

Abstract

Sixty-nine year old male patient with a diagnosis of retinitis pigmentosa admit-

ted to our clinic. In ophthalmologic examination fundoscopy was compatible with 

retinitis pigmentosa. For evaluation of macular edema, optical coherence tomog-

raphy and microperimetry were performed to examine the structure and func-

tion of the macula. Chronic macular edema findings were obtained with optical 

coherence tomography. By microperimetry, mean retinal sensitivity in the central 

20 degrees of both eyes was measured 8-10 decibels. The aim of this study is, to 

emphasize the importance of microperimetry for the evaluation of retinal function 

in a patient with macular edema secondary to retinitis pigmentosa.
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Giriş 
Retinitis pigmentoza (RP) terimi, esas olarak fotoreseptörlerin 
ve retina pigment epitelinin (RPE) etkilendiği heterojen bir grup 
genetik retinal bozuklukları kapsamaktadır [1]. RP yavaş ilerle-
yen bir hastalık olup tipik olarak rodlar, konlardan önce etkile-
nir. Dolayısıyla periferik görüş ve gece görüşü bozulmuş olma-
sına rağmen, ileri evrelere kadar merkezi görme korunabilir. RP 
olgularda izole olarak gelişebildiği gibi, bir takım sistemik has-
talıklarla da beraberlik gösterebilir. Otozomal dominant, otozo-
mal resesif ve X’e bağlı kalıtılabilen ve RP ile ilişkilendirilmiş çok 
sayıda gen mevcuttur. Hiçbir aile hikayesi bulunmadan da RP 
gelişen olgular mevcuttur. RP’li olgularda kistoid makula ödemi 
(KMÖ) ve epiretinal membran gibi komplikasyonlar geliştiğinde 
beklenmedik şekilde merkezi görme de etkilenebilir [2]. 
RP’nın iyi bilinen komplikasyonlarından biri olan KMÖ, yakla-
şık %10-40 olguda görülmekte olup, hastalarda gelişen bula-
nık görme ve görme keskinliğinde azalmanın yanı sıra ileri ev-
rede gelişen atrofik fovea değişikliklerinden de sorumludur [3]. 
RP’li olgularda gelişen KMÖ yönetiminde çok çeşitli tedavi mo-
daliteleri mevcut olmakla beraber, genel kabul görmüş olanları 
arasında sistemik ve topikal karbonik anhidraz inhibitörleri, int-
ravitreal triamsinolon asetonid ve vitrektomi uygulamaları sa-
yılabilir[4]. 
Geçmiş birçok çalışmada, retinal fonksiyonun değerlendirilme-
si için en iyi düzeltilmiş görme keskinliği (EİDGK) kullanılmıştır. 
Ancak günümüzde makulopatili olgularda retinal fonksiyonu de-
ğerlendirme yöntemi olarak mikroperimetri ile retinal duyarlılık 
ölçülebilmektedir. 
Bu makalede yıllar önce RP tanısı almış ve üç yıldır KMÖ mevcut 
olan bir olguda mikroperimetri bulgularının sunulması amaçlan-
mıştır. 

Olgu Sunumu
Altmış dokuz yaşında erkek hasta yaklaşık 20 yaşından beri RP 
tanısı olduğunu ve düzenli bir takibi olmadığını belirterek mu-
ayene olmak üzere polikliniğimize başvurdu. Herhangi bir sis-
temik hastalığı olmadığını belirten hastanın yapılan oftalmolo-
jik muayenesinde, EİDGK her iki gözde snellen eşeliyle 0.7 olup 
refraksiyon sağ gözde -0,75x105 diyoptri, sol gözde emetroptu. 
Biyomikroskopide her iki gözde pupil kenarlarında psödoeksfol-
yasyon, kapsüler kese içinde arka kamara göz içi merceği, irido-
donezis ve psödofakodonezis mevcut olup ilave olarak sağ göz-
de göz içi merceği kapsülüyle birlikte temporale sublukse olarak 
izlendi. Fundoskopide her iki gözde yaygın RPE atrofisi, midperi-
ferde tipik konsantrik şekilli, kemik spikülü tarzında pigmentas-
yon, vasküler yapılarda incelme, tipik balmumu optik disk görü-
nümü ve makulada ödem izlenmekteydi (Resim-1). Goldman ap-
lanasyon tonometresiyle ölçülen göz içi basıncı sağ gözde 15 
mmHg, sol gözde 18 mmHg’dı. 
Hastaya spektral domain optik koherens tomografi (SD-OKT) 
ile makula incelemesi yapıldı. Her iki gözde kronik kistoid maku-
la ödemi mevcut olup iç segment/dış segment birleşimi (İS/OS 
bandı) devamlılığını koruyordu. İlave olarak sol gözde, belirgin 
bir traksiyon etkisi olmamakla birlikte foveada iç limitan memb-
ran kalınlaşması mevcuttu (Resim-2). 
Hastanın mikroperimetri testi MP-1 ile yapıldı. Zemin aydınlat-
ması 4 apostilb olarak ayarlandı. Gösterim zamanı 200 milisa-
niye olan 33 adet Goldman III uyaranı santral 20 derecelik alan-

da 4-2 stratejide uygulandı. Uyaranların şiddeti 0 desibel ile 20 
desibel aralığındaydı. Fiksasyon için 1 derece genişliğinde kır-
mızı halka işareti kullanıldı. Her iki gözde de ölçüm alanının pe-
rifer kısmında retinal duyarlılık 0 desibel olarak saptandı. Sağ 
gözde en yüksek retinal duyarlılık 13 desibel, sol gözde ise 16 
desibel olarak ölçüldü. Her iki gözde fiksasyon santralize ve sta-
bildi (Resim-3). 

Resim 1. Fundoskopide tipik RP bulgularına ilave makula ödemi izlenmektedir.

Resim 2. SD-OKT ile yapılan makula incelemesinde her iki gözde makula ödemi, İS/
OS bandının devamlılığını koruduğu ve sol gözde iç limitan membran kalınlaşması 
izlenmektedir.

Resim 3. Mikroperimetri ile her iki gözde de foveanın periferinde retinal duyarlılığın 
olmadığı saptandı.
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Hastamız, makula ödemine yönelik tedavi önerildiğinde, görme 
seviyesinden memnun olduğunu, daha önce topikal dorzolamid 
ve sistemik asetazolamid tedavisi aldığını, sonrasında göz içi 
enjeksiyon önerildiğini ancak kendisinin kabul etmediğini belir-
tip tedaviye yönelik herhangi bir girişimi yine kabul etmeyece-
ğini belirtmiştir. 

Tartışma 
Sunduğumuz olgu tipik bir KMÖ gelişimi ile komplike olmuş RP 
olgusudur. RP’li olgularda merkezi görmenin yitirilmesine sebep 
olabilecek en önemli sebeplerden biri olan KMÖ gelişimi, bu ol-
guda belirgin görme keskinliği düşüşüne sebep olmamıştır. Mer-
kezi görmenin korunmasına sebep, SD-OKT ile saptadığımız, İS/
OS bandının korunmuş olması olarak yorumlanabilir. 
Olgumuzda makular duyarlılığın değerlendirilmesine yönelik 
güncel bir yöntem olan MP-1 mikroperimetri testi yapılmıştır. 
Günümüzde artık bilinmektedir ki, görme keskinliğinin iyi düzey-
de olması retinal duyarlılığın da iyi olacağı anlamına gelmez. Ya-
pılan bir çalışmada, santral seröz koryoretinopati gelişimi son-
rası, makula normal yapısal görünüme kavuşup görme keskinli-
ği normal düzeye gelmiş olsa bile, retinal duyarlılığın düşük kal-
dığı saptanmıştır [5]. Son zamanlarda, mikroperimetri, RP’li ol-
gularda yapılan klinik araştırmalar için makular fonksiyonun po-
tansiyel bir göstergesi olarak kullanılmaktadır [6]. Yine bizim ol-
gumuzda saptadığımız retinal duyarlılık paternine benzer şekil-
de, RP’li olgular üzerinde yapılan bir çalışmada foveal ve parafo-
veal bölgede normal retinal duyarlılıklar saptanırken, merkezden 
uzaklaştıkça retinal duyarlılığın azaldığı saptanmıştır [6]. RP’nin 
yanı sıra, yaşa bağlı makula dejenerasyonu gibi hastalıklarda da 
mikroperimetri sayesinde, yapısal ve morfolojik değişikliklerin 
fonksiyon ile ilişkisi ortaya konabilmektedir [7]. 
Makula ödemli olgulardaki retinal duyarlılık ve makula kalınlı-
ğı arasında korelasyon olduğunu belirten yayınlar da mevcut-
tur [8]. Bu çalışmalara göre makula kalınlığı arttıkça retinal du-
yarlılık bekleneceği üzere düşmektedir. Yine yazarların önerile-
rine göre, mikroperimetri, görme keskinliği ve OKT kalınlığına 
yönelik daha prediktif ve kantitatif fonksiyonel ölçüm değerleri 
sunduğu için, görme keskinliğinden daha değerli bir fonksiyonel 
test olarak değerlendirilmektedir [8]. 
Mikroperimetri retinal duyarlılığın yanında, retinal fiksasyon 
özelliklerine yönelik, fiksasyon yeri ve stabilitesi hakkında da bil-
giler vermektedir. Fiksasyon yeri ve stabilitesi, hastanın görme 
kalitesini ve özellikle okuyabilme yeteneğini saptamamıza yara-
yacak olan, hastanın yaşam kalitesiyle direkt ilişkili parametre-
lerdir. Görme keskinliği tam düzeyinde olan olgularda bile, mik-
roperimetri ile saptanan retinal duyarlılık 1 desibelden 20 desi-
bele kadar değişkenlik gösterebilmektedir [8]. Dolayısıyla RP’li 
olgularda görme keskinliği iyi düzeylerde olsa bile hastalar sub-
jektif şikayetlerle başvurabilirler ve görme kalitesini saptamada 
mikroperimetri günümüzde en faydalı yaklaşım olacaktır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

İdyopatik eruptif maküler pigmentasyon (İEMP) boyun, gövde ve proksimal eks-

tremitelerde asemptomatik hiperpigmente maküllerin izlendiği nadir görülen bir 

tablodur. Gövdede yerleşen hiperpigmente maküllerin ayırıcı tanısında düşünül-

mesi gereken bu durum da spontan gerileme nedeniyle spesifik bir tedavi öne-

rilmez. Burada klasik yerleşimi ve bulguları ile İEMP tanılı 4 yaşında bir kız çocu-

ğu sunulmuştur. 
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Abstract

Idiopathic eruptive macular pigmentation (IEMP) is a rare diagnosis in which 

asymptomatic, hyperpigmented macules are seen in neck, trunk and proximal 

extremities. There is no spesific treatment of this condition which is in the differ-

ential diagnosis of hyperpigmented macules in trunk, as spontaneous regression 

is common. We herein present a 4 year old girl with classic location and findings 

of IEMP.
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Giriş
İlk olarak 1978 yılında Degos ve ark. tarafından tanımlanan 
idyopatik eruptif maküler pigmentasyon (İEMP) boyun, gövde 
ve proksimal ekstremitelerde asemptomatik hiperpigmente 
maküllerle seyreder [1]. Nadir görülen bu durum daha çok çocuk 
ve adolesanlarda görülür. Patogenez halen bilinmemektedir. 
Güneş görmeyen bölgelerde de olması sebebiyle etyoloji de 
güneş ışınları suçlanmamıştır. Melanozisi tetikleyen hormon-
al nedenler olabileceği öne sürülmüştür [2]. Ayrıca olgularda 
erken başlangıç yaşına rağmen aile öyküsü olmaması herediter 
nedenlerden de uzaklaştırmıştır [3]. 

Olgu Sunumu
Dört yaşında kız çocuğu 1 aydır omuzlarında başlayıp giderek 
kolları ve karnına yayılan soluk gri-kahverengi lekeleri sebe-
biyle polikliniğimize başvurdu. Hastanın ailesinden lezyonların 
kaşıntısız olduğu, lezyonların başlangıcında kızarıklık, kepe-
klenme ve kabarıklık olmadığı öğrenildi. İlaç öyküsü yoktu. Der-
matolojik muayenesinde gövde ön-arka yüzde boyun ve üst 
kollarda çok sayıda, 5-15mm boyutlarında, lentiküler paternde 
flu sınırlı, oval, kahverengi-gri renkli maküller izlendi (Resim 
1A-C). Darier bulgusu negatifti. Lezyonlar Wood bakısı ile hafif 
belirginleşmekteydi. Yapılan histopatolojik inceleme sonucu ba-
zal tabakada pigment artışı, dermal melanofajlar ve inflamatu-
var hücrelerin yokluğu sebebiyle İEMP tanısı konuldu (Resim 2A, 
B). Hasta tedavisiz takibe alındı.

Tartışma
Gövdede yerleşen kahverengi maküllerin ayırıcı tanısına tinea 
versikolor, ürtikerya pigmentoza, inkontinensiya pigmenti, er-

itema diskromikum perstans, jeneralize fiks ilaç erupsiyonu, 
liken planus pigmentozus, segmental lentijinöz, kafeola lekeleri, 
İEMP gibi pek çok hastalık girer [4]. Olgumuzda, skuam eşlik 
etmediği ve Wood inceleme negatif olduğu için tinea versicolor; 
Darier bulgusu negatif ve biyopside mast hücreleri izlenmediği 
için ürtikerya pigmentoza; lezyonların başlangıç yaşı, hikayede 
vezikülasyon-verrüköz lezyonlar gibi tipik kronolojik gelişim 
öyküsü olmaması ve maküllerin konfigürasyonu sebebiyle inkon-
tinensiya pigmenti; ilaç öyküsü olmaması ve hiç eritem tarif ed-
ilmemesi nedeniyle fiks ilaç erüpsiyonu, segmental/dermatomal 
yayılım olmadığı için segmental lentijinöz; yamadan çok len-
tiküler patern olması ve yaygın yayılım sebebiyle kafeola lekeleri 
dışlanmıştır. Liken planus pigmentozus,  liken planus’un nadir 
görülen bir varyantı olarak sıklıkla güneş gören bölgelerde hip-
erpigmente maküller şeklinde görülür [5]. Eritema diskromikum 
perstans ise kül renginde, kenarları başlangıçta hafif kabarık ve 
eritemli olan, birleşme eğiliminde, maküllerin izlendiği idyopatik 
hipermelanozis tablosudur [6]. Her iki hastalığında histopatolo-
jisinde bazal-suprabazal keratinositlerde matür melanozomlar, 
bazal lamina bütünlüğünün bozulması, vakuoler dejenerasyon, 
kolloid cisimcikler, hafif likenoid dermal bir infiltrasyon görüle-
bilir. Olgumuzda lezyonların yaygın dağılımı, eritem izlenmeme-
si ve histopatolojik görünüm ile her iki tabloda düşünülmemiştir. 
Galdeona ve ark. yayınladıkları olgu serisinde İEMP tanısı için 
belli kriterlerin karşılanması gerektiğini belirtmiştir [7]. Bu krit-
erler, (1) çocuklarda gövde, boyun ve proksimal ekstremitelerde 
kahverengi birleşmeyen asemptomatik maküller olması, (2) 
öncesinde inflamatuvar lezyonlar görülmemesi, (3) ilaç öyküsü 
olmaması, (4) epidermiste bazal hücre tabakasında hiperpig-
mentasyon ve likenoid infiltrat ya da bazal tabaka hasarı ol-
madan belirgin dermal melanofajların görülmesi ve (5) mast 
hücre sayısının normal olması şeklinde bildirilmiştir.
İEMP’de histopatolojideki tipik bulgular hücresel infitrat ol-
madan bazal tabakada pigment artışı ve üst dermiste melano-
fajlar görülmesidir [1,7]. Bazı vakalarda eşlik eden papillama-
tozis bildirilmiştir [8].
Nadir görülmesi sebebiyle İEMP için kanıta dayalı, başarılı teda-
viler bildirilmemiştir. Olgu sunumları ve olgu serilerinde aylar-
yıllar içinde kendiliğinden gerileyebilen bu lezyonlarda spesifik 
bir tedavi önerilmez. Ancak ilginç olarak 21 yıl takip edilen olgu 
da bildirilmiştir [3]. Bu olguda topikal kortikosteroidler, tretinoin 
krem ve Kligman formülü denenmiş ve başarısız bulunmuştur. 
Biz de olgumuzda tedavisiz izlem yapmayı tercih ettik.

Sonuç
Özellikle çocuk ve adolesanlarda gövdede yerleşen hiperpig-
mente maküllerin ayırıcı tanısında İEMP’de düşünülmelidir. Resim 1. Gövde ön yüzlerde (A), yan yüzlerde (B) ve arka yüzde (C) yaygın lentiküler 

paternde flu sınırlı, oval kahverengi-gri renkli maküller

Resim 2. Epidermiste bazal tabakada eşlik eden inflamasyon olmadan pigment 
artışı (x4, Hematoksilen ve eozin boyaması) (A), 2b (x10, Hematoksilen ve eozin 
boyaması) (B)
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Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Özet
Akalazya, özefagusun motor fonksiyon bozukluğudur. Tedavisi oldukça yüz güldü-
rücüdür. Akalazya olgularında artan alt özofagus sfinkter basıncına bağlı olarak 
özofagusta divertiküller izlenebilmektedir. Biz akalazya, paraözofageal divertikül 
ve aynı zamanda dekstrokardi olan bir olguyu sunuyoruz. 23 yaşında erkek has-
ta göğüs ağrısı, çarpıntı ve yutma zorluğu şikayetleriyle polikliniğimize başvurdu. 
Hastaya yapılan özofagus pasaj grafisinde özofagus distalinde kuş gagası görü-
nümü izlendi. Özofagus distal kesiminde divertikül izlendi. Yapılan endoskopide ke-
sici dişlerden itibaren 38. cm’de içinde gıda artıkları bulunan paraözofagial diver-
tikül izlendi. Bu tetkikler sonucunda hastaya akalazya ve paraözofageal divertikül 
tanısı konuldu. Göğüs ağrısı ve çarpıntı şikayetleri için kardiyoloji konsültasyonu 
alındı. Yapılan transözofageal ekokardiyografide dekstrokardi izlendi. Hastaya ba-
lon dilatasyon tedavisi uygulandı. Dekstrokardi durumunda kalp yapısal olarak ge-
nellikle normaldir. Bu tip anomalinin sörvi üzerine kısaltıcı etkisi yoktur. Başka kon-
jenital malformasyonlarla birlikte görülebilir. Dekstrokardiye akalazya ve paraözo-
fageal divertikül eşlik edebilmektedir. Eğer konjenital anomaliler tespit edilirse, di-
ğer olası yapısal hastalıklar akla getirilmelidir.

Anahtar Kelimeler
Akalazya; Paraözofageal Divertikül; Dekstrokardi

Abstract
Achalasia is a disorder of motor function of the esophagus. Its treatment is the 
quite gratifying. Depending on increasing lower esophageal sphincter pressure, 
esophageal diverticula can occur in patients with achalasia. We report achalasia, 
paraesophageal diverticulum and also offer a patient with dextrocardia. 23 year 
old male patient was admitted to our outpatient clinic with following complaints; 
chest pain, palpitations and difficulty swallowing. The bird’s beak appearance was 
observed to in the distal esophagus in contrast barium graphy. The diverticulum 
was viewed in the distal part of esophagus. Paraesophageal diverticulum situ-
ated in food scraps was viewed at 38 cm from the incisors on the endoscopy. It 
was diagnosed with achalasia and paraesophageal diverticulum to patient as a 
result of this examination. Cardiology consultation was requested for complaints 
of chest pain and palpitation. Dextrocardia was viewed in the transesophageal 
echocardiography. It was applied balloon dilation therapy to patient. The heart 
is usually structurally normal in the case of dextrocardia. This type of anomaly 
is not life-shortening effect on. They may be associated with other congenital 
malformations. Achalasia and paraesophageal diverticulum may be associated 
with dextrocardia. If congenital anomalies was detected, other possible structural 
diseases remind.
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Giriş
Akalazya, özefagusun en iyi bilinen ve tedavisi en yüz güldürücü 
olan motor fonksiyon bozukluğudur [1]. Achalasia kelime olarak 
gevşeme güçlüğü anlamına gelmektedir. Akalazyada artan alt 
özofagus sfinkter basıncına bağlı olarak özofagusta divertikül-
ler izlenebilmektedir [2]. Burada akalazya, paraözofageal diver-
tikül ve aynı zamanda dekstrokardi olan bir olguyu sunuyoruz.

Olgu Sunumu
23 yaşında erkek hasta göğüs ağrısı, çarpıntı ve yutma zorlu-
ğu şikayetleriyle kliniğimize başvurdu. Alınan anamnezde hasta-
nın katı gıdaları yutmakta zorlandığı ve sıvı gıdalar ile yutmayı 
kolaylaştırdığını ifade etmekteydi. Ayrıca zaman zaman sindiril-
memiş gıdaların ağzına gelmesinden şikayetçiydi. Hastaya ya-
pılan özofagus pasaj grafisinde özofagus distalinde kuş gaga-
sı görünümü, lümende kontrast stazı ve distal kesim komşulu-
ğunda dolma fazlalığı (divertikül) izlendi (şekil 1-2). Yapılan en-
doskopide kesici dişlerden itibaren 38. cm’de içinde gıda artık-

ları bulunan paraözofagial divertikül izlendi. 42. cm’de Z hattın-
dan zorlanarak mideye geçildi. Bu tetkikler sonucunda hastaya 
akalazya ve paraözofageal divertikül tanısı konuldu. Göğüs ağ-
rısı ve çarpıntı şikayetleri için kardiyoloji konsültasyonu yapıldı. 
Hastanın transözofageal ekokardiyografi incelemesinde (şekil 
3) dekstrokardi, persistan sol vena cava süperior ve triküspit la-
teral anulusta ekojenite artışı izlendi. Kardiyoloji tarafından ta-
kibe alınan hastaya akalazya açısından balon dilatasyon tedavi-
si uygulandı. Şikayetlerinde rahatlama olan hasta kontrole gel-
mek üzere taburcu edildi.

Tartışma
Dekstrokardi durumunda kalp yapısal olarak genellikle normal-
dir. Bu tip anomalinin yaşam süresi üzerine kısaltıcı etkisi yok-
tur. Başka konjenital malformasyonlarla birlikte görülebilirler 
[3]. Bizim olgumuzda sunulduğu gibi dekstrokardiye akalazya ve 
paraözofageal divertikül eşlik edebilmektedir. Konjenital mal-
formasyonların birlikteliğini gösteren geniş hasta serileri bulun-
mamaktadır. Daha çok olgu sunumları şeklinde literatürde yer 
almaktadır. Bilgilerimize göre akalazya, dekstrokardi ve para-
özofageal divertikül birlikteliği daha önce literatürde yer alma-
maktadır. Görüşümüze göre bu birliktelik bir sendromdan öte 
senkron bir hastalığa işaret etmektedir. Akalazya nedeniyle alt 
özofageal basınçtaki artış paraözofageal divertiküle neden ol-
muş olabilir. Ayrıca kalbin sağ rotasyonu da divertikül oluşan ta-
rafta destek dokusunun azalmasına yol açarak bu süreci hızlan-
dırdığı olasılığı düşünülmektedir. Konjenital anomalilerin sap-
tandığı durumlarda diğer olası yapısal hastalıklar açısından dik-
katli olunmalıdır.

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Prostat kanserinin moleküler mekanizmaların anlaşılmasıyla son zamanlarda kast-

raston rezistans prostat kanserinde yeni ajanlar tedaviye eklenmiştir. Bu tedavile-

re bağlı olarak nötropeni, yorgunluk, gastrointestinal semptomlar ve nöropati gibi 

komplikasyonlar gelişebilmektedir. Estramustin uzun süredir prostat kanserinde 

oral olarak kullanılan ve yan etkileri az olan bir ilaçtır. Bu yazımızda dosetaksel 

sonrası progrese olan bir hastamızda estramustin kullanımı,  estramustinin uzun 

süreli progresyonsuz sağkalım katkısı ve  prostat kanserinin bu evresinde bir teda-

vi alternatifi olabileceği vurgulamak amacıyla tartışılmıştır.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Due to knowledge about molecular mechanisms of prostate cancer new agents 

have joined the treatment protocols of castration-resistant prostate cancer in 

recent years. Complications such as neutropenia, fatigue, gastrointestinal symp-

toms and neuropathy may occur depending on these therapy models. Estramustin 

is known as an orally used drug with few adverse effects in treatment of prostate 

cancer for a long time. In this article we aim to present the use of estramustin in 

a patient with progression after docataxel and discuss the effect of long-term use 

of estramustin  in survival without progression and to emphasize that it can be an 

alternative treatment modality in this stage of prostate cancer.
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Giriş
Prostat kanseri erkeklerde  en sık görülen ve kanser nedenli 
ölümlerin ikinci sıklıktaki nedenidir [1]. Erken evre prostat kan-
seri lokal tedaviler sonrası lokal veya uzak nüks gelişebildiği gibi 
hastaların % 10-20’si metastatik hastalık ile tanı alırlar. Metas-
tatik hastalarda hormonal tedavi ile uzun süreli hastalık kontro-
lü sağlanmasına rağmen 18-24 ay içinde hastaların çoğunluğu 
progrese olur [2].
Prostat kanserinin moleküler mekanizmaların anlaşılmasıyla 
son zamanlarda kastraston rezistans prostat kanserinde (KRPK) 
yeni  ajanlar tedaviye eklenmiştir. Bu ajanlar iki sitotoksik ajan 
Dosetaksel ve Kabazitaksel, iki hormonal ajan Abiraterone ve 
Enzulatamide, alfa-emitting radyofarmasötik Alpharadin ve im-
mün tedavi Sipuleucel-T yer almaktadır. Bu tedavilere bağlı ola-
rak nötropeni, yorgunluk, gastrointestinal semptomlar ve nöro-
pati gibi komplikasyonlar gelişebilmektedir [3]. Özellikle yaşlı 
hastalarda bu tedaviler tolere edilememektedir.
Estramustin estradiol ve nornitrojen mustardın konjuge formu-
dur. Mikrotübül ilişkili proteinlere bağlanarak sitotoksik etkisini 
gösterir. Uzun süredir prostat kanserinde kullanılan bu ilaç oral 
olarak kullanılabilmektedir [4].
Bu yazımızda KRPK’li Dosetaksel sonrası progrese olan bir has-
tamızda Estramustin kullanımı, estramustinin uzun süreli prog-
resyonsuz sağkalım katkısı ve prostat kanserinin bu evresinde 
bir tedavi alternatifi olabileceği vurgulamak amacıyla tartışıl-
mıştır.

Olgu Sunumu
Yaygın kemik ağrısı nedeniyle kliniğimize başvuran 75 yaşındaki 
erkek hasta 15 yıl önce prostat kanseri nedeniyle opere edilmiş. 
Kliniğimize başvurusundan iki yıl önce yaygın kemik ağrısı baş-
lamış başvurduğu sağlık kurumunda multipl kemik metastazları 
ile birlikte PSA artışı saptanarak tespit edilen hastaya leuproli-
de asetat 11.25 mg/ 3 ayda bir ve bikalutamid 50 mg/gün baş-
lanmış. Hastanın kliniğimize başvurusundaki laboratuvar incele-
mesinde BK:7.75 103/mm3, RBC: 4.91 106/mm3, HGB: 12.7 g/
dL, HCT: % 38.2, MCV:77.8 um3, PLT: 268 103/mm3, BUN:15 
mg/dL, Kreatinin: 1.0 mg/dL, LDH:316 U/L, AST:45 U/L, ALT:20 
U/L PSA: >153.0 ng/dL olarak tespit edildi. Kliniğimizde yapılan 
sintigrafik incelemede yaygın kemik metastazları tespit edildi 
ve fraktür riski nedeniyle her iki femur proksimaline 3000 cGy 
palyatif radyoterapi uygulandı. Hastaya dosetaksel 75 mg/m2 
21 günde bir ve prednisolon 5mg/günde 2 defa sürekli başlan-
dı. Bu kemoterapi protokolü 4 siklus uygulandı. PSA değerle-
rinde gerileme olmadı. Hastaya estramustin 280 mg/günde 3 
defa başlandı. Takibinde PSA 1.8 ng/dL’ye kadar geriledi (Şekil 
1). Estramustini üç yıl kullanan hastada grad 3-4 yan etki göz-
lenmedi ve takibi halen devam etmektedir.

Tartışma
KRPK prognozu kötü bir hastalıktır ve medyan yaşam süresi 10-
12 aydır. KRPK’inde sitotoksik kemoterapi sonuçları iyi olma-
makla birlikte dosetaksel kullanımı ile daha yüksek yanıt oranı 
ve daha uzun medyan yaşama süresi elde edilmiştir [5].
KRPK hastalarda 2004 yılında dosetakselin etkinliği TAX-327 
çalışması ile gösterilmiştir. Bu çalışmada dosetaksele mitok-
santrone karşılaştırılmış ve 18,9 aya karşılık 16,5 ay ile dose-
taksel tedavi kolunda medyan yaşam süresi daha fazla bulun-

muştur [5]. Pterylak ve ark. [6] dosetaksel estramustin kombi-
nasyonuna karşı mitoksantrone prednizon kombinasyonu 17,5 
aya karşılık 15,6 ay ile medyan yaşam süresi açısından üstün ol-
duğunu göstermişlerdir. Dagher ve ark. [7] dosetaksel prednizon 
kombinasyonu ile mitoksantron prednizon kombinasyonunu kar-
şılaştırmışlardır. Medyan yaşam süresini dosetaksel lehine 18,9 
aya karşılık 16,5 ay  daha uzun bulmuşlardı [7].
Dosetakselin üstün görünmesine rağmen yararı sınırlıdır ve 
mutlak yaşam süresi avantajı 2,4 aydır. TAX-327 çalışmasına 
alınan hastalardan progrese olanlar ile diğer kola geçilerek te-
davi devam edenler değerlendirildiğinde yaşam süresi bakımın-
dan farklılık tespit edilmemiştir. TAX-327 çalışmasında grad 3-4 
nötropeni % 32 ve febril nötropeni % 3 oranında tespit edilmiş-
tir. Sınırlı yararına rağmen KRPK hastalarında dosetaksel stan-
dart tedavi olma eğilimindedir [5].
KRPK de günümüzde artan oranda yeni tedavi ajanları rutin kul-
lanıma girmektedir. Dosetaksel bazlı kemoterapi sonrası prog-
rese olan hastalarda hem Abirateron hem de kabazitakselin et-
kinliği gösterilmiştir. Kabazitaksele bağlı hastaların %82’inde 
grade 3 nötropeni gözlenirken; abiraterona bağlı sıvı retansiyo-
nu ve ödem gözlenmiştir [8]. Mevcut toksisiteler bu ilaçların ile-
ri yaştaki hastalarda kullanımı güçleştirmektedir. Aynı zamanda 
bu  ilaçlar yan etkilerinin yanında yüksek tedavi maliyetlerini de 
getirmektedir. Estramustin KRPK’de monoterapi olarak kullanı-
mı bir çok prospektif ve retrospektif çalışmada araştırılmış ve 
etkinliği gösterilmiştir [4].
Matsomoto ve ark. [4] 102 hastalık retrospektif araştırmaların-
da hastaların %68.6‘sında 4 haftalık indüksiyon tedavisi son-
rası PSA değerlerinde düşme olduğu gösterilmiştir. Hastaların 
%29.4‘ünde 6 aydan daha uzun süreli yanıt elde edilmiştir. Est-
ramustin kullanımı ile görülen yan etkiler bulantı, jinekomasti ve 
karaciğer disfonksiyonudur. Bu çalışmada yan etkiler nedeni ile 
tedaviyi bırakanların oranı %10.8‘dir. Bu çalışmanın sonucunda 
uzun süreli hormanl tedavi alan hastalarda Estramustun’in bir 
tedavi seçeneği olabileceği öne sürülmüştür. 
Hastamız hormonal tedavi ile iki yıl remisyonda kalmıştır. Hor-
monal tedavi ile  medyan yanıt süresi 18 aydır. Hastamızda gö-

Şekil 1. Tedavi altında hastanın PSA değerlerinin değişimi
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receli olarak hormanal tedaviye uzun süreli yanıt devam etti. 
Estramustin’e iyi yanıt vermesi bununla ilişkili olabilir.
Hormon rezistans metastatik prostat kanserli hastamızda do-
setaksel sonrası Estramustin kullanımı ile uzun süreli progres-
yonsuz takip elde edildi. Estramustin KRPK hastalarında 3. ba-
samakta güvenilir ve düşük maliyetli bir seçenek olduğunu dü-
şünüyoruz.  

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Abstract

A variety of approaches and surgical techniques have been proposed for the 

management of complex form of aortic coarctation. When there is an additional 

cardiovascular disorder that requires surgical correction it is preferable to correct 

both lesions through the same incision simultaneously. In this paper, we describe 

the technique of ascending-to-descending aorta bypass grafting performed 

through the median sternotomy and simultaneous additional cardiovascular dis-

orders repair in a case who had complex aortic Coarctation. 
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Özet

Aort koarktasyonu kompleks formunun tedavisi için çeşitli yaklaşımlar ve cerrahi 

teknikler önerilmektedir. Cerrahi düzeltme gerektiren ek kardiyovasküler bozukluk 

olduğunda lezyonların aynı kesiden aynı anda düzeltmesi tercih edilir. Bu yazıda, 

komplike aort koarktasyonlu olguda median sternotomi ile gerçekleştirilen asen-

dan- desendan aorta bypass grefti tekniği ve eşzamanlı ek kardiovasküler bozuk-

luk onarımını anlattık. 
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Introduction
Complex or recurrent form of aortic coarctation with or without 
additional cardiovascular disorders represents a surgical chal-
lenge. In these patients, anatomic repair of the aortic coarcta-
tion is associated with high risk of postoperative morbidity and 
mortality [1]. To decrease high risk, several surgical techniques 
have been described for treatment of aortic coarctation instead 
of anatomic repair. Some of them include several extra-ana-
tomic bypass grafting methods [2-4]. 
In this study, we report a case of ascending-to-descending aor-
ta bypass grafting in a patients with aortic coarctation. Extra-
anatomic bypass indication was associated mitral valve steno-
sis and residual hypoplastic aortic arch.

Case Report
The case was a 19 years old female who has experienced a 
previous surgery for aortic coarctation. When she was 12 years 
old, an aortic coarctation (nearly interrupted aortic arch) and 
additional mild mitral valve stenosis have been demonstrated. 
Surgical repair of coarctation has been performed by implant-
ing a Dacron tube graft between aorto-left subclavian artery 
junction and thoracic aorta via left posterolateral thoracotomy. 
Four years after the first operation, the patient was hospitalized 
for hypertension complain. Diagnostic procedures showed that 
previous aortic bypass graft was patent. It was also observed 
that there were severe mitral valve stenosis and residual aortic 
arch hypoplasia (figure-1). After diagnosis, we decided to cor-
rect disorders through the same incision.
Following sternotomy, arterial cannulation accomplished by us-
ing the ascending aorta and then venous cannulation was per-
formed. After cannulation cardiopulmonary bypass (CPB) was 
initiated and cardiac arrest was established. The patient was 
cooled to a rectal temperature of 33°C. In order to approach 
to the descending aorta, the heart was retracted superiorly in 
cephalic direction. The retrocardiac descending thoracic aorta 
was exposed and isolated through the posterior pericardium 
and a side-biting clamp was used for the distal anastomosis. 
The non-bifurcated side of a 20/10-mm Hemashield Y graft 
(Mead-ox Medical, Inc., since acquired by Boston Scientific Cor-
poration; Natick, Mass) was implanted to descending aorta with 
end-to-side anastomosis. The graft was routed around the left 
margin of the heart and the bifurcated side of Y graft was im-
planted to ascending aorta (figure-2). Then left atriotomy was 
made and mitral valve fenestration and valvotomy were per-
formed. 
Postoperative period was quite satisfactory and any measured 
blood pressure difference between upper and lower extremities 
wasn’t observed. However, after asymptomatic 3 years period, 
symptoms were recurred. Ehocardiography showed severe mi-
tral insufficiency and aortography revealed that one limb of the 
Y graft was occluded and the other limb has severe stenosis at 
the inflow orifice. She underwent a reoperation and Y graft was 
replaced with a 24mm Hemashield tube graft and additionaly 
mitral valve replacement (St. Jude Medical, Inc.; St. Paul, Minn) 
was performed. It was observed that occlusion of graft was 
due to severe calcification at the inflow orifice. Postoperative 
course was uneventful and measured blood pressure of upper 
and lower extremities was equal postoperatively. Her life qual-

ity was wonderful at her long term follow up (3 years after the 
last operation). 

Figure 1. Aortography shows aortic coarctation , residual aortic arch hypoplasia 
and patent aortic bypass graft.

Figure 2. Hemashield Y graft was implanted to descending aorta with end-to-side 
anastomosis. The graft was routed around the left margin of the heart and the 
bifurcated side was implanted to ascending aorta (Diagrammatic image).
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Discussion
Coarctation or recoarctation of the aorta with additional car-
diovascular disorders that require repair present a major chal-
lenge for the surgeon. In such patients, staged surgical treat-
ment may be associated with increased complications. In1980, 
Vijayanagar et al.[2], described the technique of extra-anatomic 
ascending-to-descending aortic bypass with the posterior peri-
cardial approach to access the descending aorta and simulta-
neous aortic valve replacement. They performed this procedure 
through a single median sternotomy and used a tube graft for 
extra-anatomic bypass which placed around the left margin of 
the heart. Later Powell et al.[5], reported a modification of this 
procedure, in which the graft has been placed around the right 
margin of the heart. Since the initial description, several reports 
demonstrated successful outcome of ascending-to-descending 
aortic bypass [1, 4, 6].
In this case, at previous extra-anatomic aortic bypass opera-
tion we used Y graft for ascending-to-descending aortic bypass 
because of small ascending aorta. Although there were no com-
plaint for the tube graft in the other reports, we also guessed 
that a tube graft would be a block intra-pericardial mass and 
consequently the heart might be distributed by this block mass 
in such a small sized patient. So we decided to perform this 
procedure with Y graft. The length of non-bifurcated side of a Y 
graft was held shortly as possible as. Thus, the big part of the 
graft that routed around the heart was consisted of bifurcated 
side which wasn’t a block mass. Intraoperative experience led 
us to taught that, Y graft could be a favorable choice for pa-
tients with small pericardial cavity and ascending aorta. 
However, there was a drawback of Y graft because of the orifice 
area of bifurcated side is lower than non-bifurcated side. This 
difference might not allow complete relief of aortic coarctation 
caused blood pressure gradient. In this case there was already 
some patency of coarcted segments. Therefore, we thought 
that blood flow through the graft plus the native aorta would be 
enough. Actually, we didn’t observed any measured blood pres-
sure difference between upper and lower extremities postop-
eratively. Unfortunately, we experienced calcified occlusion of Y 
at follow up which might be result of high turnover of calcium 
metabolism in this young patient. However, we taught that this 
was a drawback related to the graft type, not else ascending-
to-descending aortic bypass technique. 
In conclusion, ascending-to-descending aortic bypass for pa-
tients with complex coarctation and concomitant cardiovascu-
lar disorders appears to be a surgically feasible method. How-
ever, possibility of calcified stenosis of graft orifice especially in 
small sized grafts should be kept in mind. 

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı bey-
an edilmemiştir.
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Özet
1865 yılında; Trousseau beklenmedik gelişen veya mobil tromboflebitlerin vise-
ral malignite belirtisi olabileceğine işaret etti. Trousseau sendromu, müsin pozi-
tif karsinomalı kanser hastalarında komorbitide oluşturmaktadır ve mikroanjiopa-
ti, verrüköz endokardit ve arteryel emboli komponentlerini içeren kronik dissemi-
ne intravasküler koagülopati tablosunu içerir.   86 yaşında 6 yıldır prostat kanse-
ri tanılı erkek hasta sağ elini kullanamama şikayeti ile acil servisimize başvurdu. 
Hastanın  MR difüzyonunda difüzyon kısıtlılığı saptandı ve serebrovasküler hasta-
lık tanısı konuldu.  Hastanın EKG’sinde inferior and anteroseptal R kaybı, inferi-
or QS paterni mevcut. Serum örneğinde yüksek seviyede troponin mevcuttu. Has-
tanın tedavisi 300mg asetilsalisilik asid ile başlandı ve medikal tedaviler eklendi. 
Malignite tanılı hastalarda Trousseau sendromu akılda tutulmalı ve hekimler ma-
lignite kaynaklı sekonder trombotik olayların gerçekleşebileceğini göz önünde bu-
lundurmalıdır.

Anahtar Kelimeler
Acil Servis; Malignite; Trousseau Sendromu

Abstract
In 1865, Trousseau remarked that there was a possibility for an unforeseen or 
mobile thrombophlebitis to be a sign of an occult visceral malignancy. Trousseau’s 
syndrome is often a comorbid of mucin-positive carcinomas in patients who have 
cancer and it includes chronic disseminated intravascular coagulopathy associ-
ated with microangiopathy, verrucous endocarditis and arterial emboli. 86 year 
old male patient who had a prostate cancer for 6 years came to our emergency 
department with a complaint of not being able to use his right hand.  We founded 
that there was diffusion limitation in MR diffusion and  cerebrovascular disease 
was diagnosed by MR diffusion. There was R segment losses in the inferior and 
anteroseptal leads of patients’ ECG, had a QS pattern in the inferior leads. Serum 
samples had high levels of troponin. His treatment was started with 300 mg of 
acetylsalicylic acid and medical treatments were added. For patients who have 
had malignancy diagnosis, Trousseau’s syndrome should be kept in mind and doc-
tors should be alert for thrombotic events that may develop secondarily. 
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Introduction
As a result of his clinical observations, Trousseau reported that 
some of the patients presented with unexpected, unusual or 
mobile thromboses later showed a visceral malignancy. In the 
process of any malignancy can not be explained by routine tests 
ischemic stroke, despite effective treatment for recurrent ar-
terial and venous thromboembolic events is called Trousseau’s 
syndrome (TS) [1].
4 etiologic factors have been defined for the development of 
cerebrovascular disease in patients who have cancer:
1) Direct tumor effects (embolism resulting from tumor and tu-
mors that excrete mucin),
2) Coagulation defects,
3) Infections and therapeutics (tamoxifen, cisplatin)
4) Complications of diagnostic procedures (subendothelial tis-
sue factor oscillation with trauma) [2].
A physician should be alert for the development of thrombo-
ses with no known reason that could be prevented with anti-
coagulation therapy with heparin but not with warfarin sodium 
and concentrate diagnostic efforts on exposing an underlying 
malignant lesion [1]. The purpose of this study was to review 
Trousseau syndrome through a patient whose history included 
a diagnosis of malignity and who came to our emergency room 
with an acute ischemic manifestation. In addition, we wanted 
to emphasize that patients who are thought to have Trousseau 
syndrome are inclined to a secondary thrombotic event through 
our case that had developed ACS when diagnosed with CVD.

Case Report
86 year old male patient came to our emergency room with a 
complaint of weakness in the right arm and difficulty of speak-
ing. His general condition was good and his consciousness was 
clear, cooperative and oriented. There were in his histary DM 
and CVD. His physical examination revealed 2/5 muscle power 
in the right arm, 5/5 muscle power in the left arm and difficulty 
of speech. The patient’s complaints had started 8 hours ago. 
His systemic examination showed that his fever was 37.2, his 
pulse was 98 and his blood pressure was 120 /80. His 12 deri-
vation ECG showed normal sinus rhythm and ST depression at 
D2 D3 aVF. His laboratory results were as follows: wbc: 6.43 , 
hb: 12,7 , platelet 160 , BUN: 28.60 , creatinin: 1 and INR: 1,31. 
His computerized tomography did not show any specifications. 
His MR diffusion showed linear diffusion limitations on the left 
postcentral gyrus area and lacunar diffusion limitations on the 
right+left posterior cerebral artery area with lacuna large scale 
diffusion limitation on the left cerebral area. The patient’s ECG 
showed ischemia, thus his cardiac markers were checked. The 
results were as follows: CK:148, CKMB:30, Troponin I: 11,537. 
Other laboratory and genetic datas were normal.  Neurology 
department recommended 300 mg acetylsalicylic acid and the 
cardiology department recommended clopidogrel hydrogen sul-
fate,  ramipril, tirmetadizine hydrochloride, isosorbide mononi-
trate, metoprolol and enoxaparin sodium treatment. His ECO 
showed that his EF was 55%, his septum basal was hypokinetic, 
his valves were degenerative and right cavities were dilated.  
DM, HT, SVH ve terminal dönem prostat ca sı olan hastaya an-
jio yapılmasına hasta ve hasta yakınlarından onam alınamadı. 
The patient who was hospitalized in the neurology service was 

discharged on the ninth day. 

Discussion
Trousseau was the first person to suggest an association be-
tween venous thrombosis and malignancy in 1865. Hemostatic 
abnormalities vary from abnormal coagulation tests in the 
absence of clinical manifestations to massive, fatal thrombo-
embolism [3]. Before the diagnosis of malignancy, thrombotic 
episodes may be present by months or years and can manifest 
in Trousseau’s syndrome through migratory superficial throm-
bophlebitis [4]. Patients who have cancer are in a hypercoagu-
lable state. 
A patient who has Trousseau’s syndrome generally has an oc-
cult tumor that is not always noticeable at the time of presen-
tation. In case of discovery of a tumor, it is usually an adeno-
carcinoma. In a review of patients with Trousseau’s syndrome, 
the following associated tumors were observed [5]:  pancreas  
24%, Lung  20%, prostate 13%, stomach 12%, acute leukemia 
9%, colon 5%. The treatment is challenging; heparin is helpful 
in relieving some of the manifestations, while warfarin seems 
to have no effect [6]
Clinical thromboembolism is found in about 11% of patients 
with cancer [5] and it is considered to be the second leading 
cause of death in patients who have overt malignant disease 
[7]. For certain types of tumors, autopsy series have reported 

Figure 1. The patient’s MR diffusion image

Figure 2. The patient’s ECG image
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even higher rates of thrombosis. 
Trousseau’s syndrome can be confused with recurrent cerebro-
vascular events and with Sneddon syndrome characterized by 
livedo reticularis. This syndrome is more often seen in women in 
their third or fifth decades [8].

As a conclusion;
1. Since patients who have malignancy history have a higher 
possibility of developing acute thrombus, these patients should 
be checked with more frequent intervals.
2. Physicians should be alert for secondary ischemia in cancer 
patients presenting ischemic manifestations such as acute MI 
or acute stroke.
3. Patients who have malignancy should have their systemic 
examination in the emergency services after their detailed his-
tory is taken and it should be taken into consideration that the 
patient’s clinic can get worse at the follow-up. 
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Özet

Garland-Bland-White olarak bilinen sol ana koroner arterin anormal olarak pul-

moner arterden çıkması, oldukça nadir fakat ölümcül bir konjenital kardiyovaskü-

ler anomalidir ve sıklıkla izole bir durumdur. Biz göğüs ağrısı ve nefes darlığı şika-

yeti nedeniyle cerrahi düzeltme gerektiren pulmoner arterden köken alan sol ana 

koroner arter çıkış anomalili 32 yaşında alışılmadık bir hastayı sunduk. Bu anoma-

li basitçe sol ana koroner arterin bağlanması ve koroner arter bypass greft ope-

rasyonu ile onarıldı.
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Abstract

Anomalous origin of the left main coronary artery from the pulmonary artery (AL-

CAPA), also known as Garland-Bland-White syndrome, is an extremely rare but 

potentially fatal congenital cardiovascular anomaly and it often exists as an iso-

lated condition. We report an unusual case of a 32 years-old patient with ALCAPA 

presenting with chest pain and dyspnea who underwent surgical correction of 

this rare anomaly. This anomaly was simply repaired by the combination of LMCA 

ligation and coronary artery bypass grafting. 
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Introduction
The anomalous origin of the left main coronary artery from 
the pulmonary artery (ALCAPA) was first described in 1866. 
The first clinical description, in conjunction with autopsy find-
ings, was described by Bland and colleagues in 1933, so the 
anomaly is also called as the Bland-White- Garland syndrome 
[1]. ALCAPA is a rare congenital cardiovascular defect with an 
incidence of 1 in 300,000 live births. It is the most common 
anomaly of the coronary vasculature, with a frequency of 0-5 
% of all congenital cardiac defects [2].  An embryological defect 
during fetal cardiac development leads to the left coronary ar-
tery arising from the pulmonary artery instead of the aorta. In 
patients with ALCAPA the pulmonary vascular resistance and 
pulmonary arterial pressure decrease shortly after birth, along 
with oxygen content of the pulmonary artery [3]. This causes a 
drop in antegrade flow and oxygen content of the anomalous 
left coronary artery, leading to myocardial ischemia. This may 
progress to myocardial infarction during periods of increased 
myocardial oxygen consumption. Collateral circulation between 
the right and left coronary systems ensues and left coronary ar-
tery flow reverses and enters in the pulmonary trunk due to the 
low pulmonary arterial pressure (coronary steal phenomena). 
Consequently, the myocardium remains inadequately perfused 
(fixed ischemia).
We report an unusual case of a 32 years-old patient with AL-
CAPA presenting with chest pain and dyspnea who underwent 
surgical correction of this rare anomaly.

Case Report
A 32-year-old woman referred to our center with complaints 
of chest pain and dyspnea on exertion for three months, which 
was evaluated as in New York Heart Association (NYHA) func-
tional class II. She had almost been normal during her life, car-
rying out her ordinary daily activities without limitation. There 
was no history of systemic hypertension, diabetes, or dyslipid-
emia. At presentation, blood pressure was normal. There was 
no murmur. A twelve-lead electrocardiogram showed normal 
sinus rhythm and without any Q wave or ST-T changes. Chest 
X-ray showed marked pulmonary venous congestion. Labora-
tory data were normal. Transthoracic echocardiography dem-
onstrated left ventricular hypertrophy; left atrial dilatation (46 
mm), slightly decreased left ventricular ejection fraction [LVEF 
= 55%] and mild mitral insufficiency and pulmonary artery pres-
sure was 35 mmHg. The patient was transferred to the cardiac 
catheterization laboratory for coronary angiography and fur-
ther evaluation. Coronary angiography showed an anomalous 
left coronary artery arising from the posterolateral of common 
pulmonary artery with retrograde filling through collaterals 
from a highly developed apparent right coronary artery (Fig-
ure 1). Multi-detector computed tomographic (CT) angiography 
revealed ALCAPA. Left main coronary artery originated from 
main pulmonary trunk (figure 1).  Calibration of the main pul-
monary artery was measured as 28 mm. The left main coronary 
artery ends in the form of trifurcation. Calibration of the LAD 
was increased and measured as 20 mm. Calibration of the left 
circumflex artery was within the normal range of 4 mm wide. 
Intermediate artery was patent. The left atrium was dilated and 
measured as 47 mm. Right coronary artery was dilated.

At operation, aortic cannulation and venous cannulation through 
right atrium was performed following median sternotomy. 
Then we started cardiopulmonary bypass. Patient was cooled 
at 280C degree and aorta was cross-clamped. Cardiac arrest 
was obtained by anterograde and retrograde cardioplegia. The 
anomalous origin of the left main coronary artery was sutured 
with the pledgeted polypropylene sutures from the pulmonary 
artery. Then, the left internal mammary artery was grafted to 
the LAD and saphenous vein was grafted to the Circumflex ar-
tery (figure 2).

Discussion
Anomalous connection of left coronary artery to pulmonary 
trunk is a rare condition, occurring in 0.26% of patients with 
congenital heart disease undergoing cardiac catheterization 
[4]. The anomalous left main coronary artery (LMCA) connects 
most often to the sinus of Valsalva immediately above the left 

Figure 1. (A) Coronary CT-angiography showing an anomalous origin of the left 
main coronary artery (LMCA) from the main pulmonary artery (MPA). Axial (A), 
curved multilane reconstruction (B) and Volume-rendered reformation (C). (D) 
Coronary angiography of the right coronary artery showing collateral filling of the 
left coronary vascular territory, which connects directly to the pulmonary trunk.

Figure 2. Operative photographs showing (A) extended right coronary artery, left 
anterior descending artery, (B) left main coronary artery origin in the pulmonary 
artery, (C) sutured LMCA origin, (D) coronary artery bypass grafts (with left inter-
nal thoracic artery and saphenous vein).
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or posterior cusp of the pulmonary trunk and rarely from that 
above the right cusp [5,6]. The left main coronary artery is of 
variable length but usually divides into anterior descending and 
circumflex branches within 5 or 6 mm of it’s origin. Collateral 
communications between right and left coronary arteries are 
always present but vary in extent and are grossly visible in only 
a few cases, mainly in adults. Uncommonly, only the circumflex 
branch connects anomalously to the pulmonary trunk, and rare-
ly only the left anterior descending branch connects anomalous-
ly [7,8]. The left ventricle is always hypertrophied and usually 
greatly dilated, with dilatation often involving primarily the left 
ventricular apex [9]. Several pathologic features may result in 
mitral valve regurgitation. The chest radiograph may be normal 
or may show cardiac enlargement.
85% of all cases of ALCAPA present within the first two months 
of life. About 65% of infants born with it die during the first 
year from intractable left ventricular failure [6]. If death does 
not occur during the first year, the hazard lessens considerably 
and the chronic phase of natural history is reached. Survival 
to this stage may be related to presence of rich interarterial 
collaterals, possibly associated with a slightly restrictive open-
ing between left coronary artery and pulmonary trunk. Many 
such patients are in good health, and a few have normal ECGs. 
Survival beyond the first year may also be related to marked 
right coronary dominance, with this vessel supplying not only 
the diaphragmatic portion of the left ventricle but also much of 
the septum and lateral wall [6]. When severe symptoms do not 
occur in infancy, presentation is often delayed to beyond age 
20 years. In our case, Collateral circulation from the right coro-
nary artery is apparently adequate to prevent massive infarc-
tion [10]. Nowadays, the prognosis for patients with ALCAPA is 
dramatically improved as a result of both early diagnosis us-
ing echocardiography with color flow mapping, electrocardio-
graphically gated multi-detector CT angiography and Coronary 
angiography. 
Several surgical techniques have been tried, but each has a 
drawback. Direct re-implantation of the left main coronary 
artery into the aorta is often technically difficult especially in 
adults, due to the distance between the aorta and the anoma-
lous orifice. The combination of LMCA ligation and coronary 
artery bypass grafting (CABG) is the best technique in this era. 
The other surgical technique is a creation of a baffle through 
the pulmonary artery (Takeuchi procedure). Although re-implan-
tation of the LMCA to the aorta remains the most physiological 
correction for this anomaly, the combination of LMCA ligation 
and CABG provides a dual coronary flow system and is pref-
erable when re-implantation is impossible. In our case, re-im-
plantation of the LMCA to the aorta was considered unfeasible 
because of the distance between the insertion site of the LMCA 
on the pulmonary artery and the aorta. Therefore, the combina-
tion of LMCA ligation and CABG was preferred because of tech-
nically simple technique in this case. The left internal mammary 
artery was used to graft the anomalous left coronary artery in 
our patient. It has satisfactorily established antegrade flow into 
the left coronary artery and should maintain patency. Restora-
tion of a dual coronary system will prevent further ischemia 
and arrhythmias of acute ischemic origin, but the anatomical 
substrate for ventricular arrhythmias in patients with old MI will 

not be altered after revascularization.
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Özet

Diffüz interstisyel akciğer hastalıkları adı altında, akciğerin interstisyel ve alve-

oler kompartmanlarını etkileyen birçok hastalık yer almakta ve nadir de olsa bu 

radyolojik görünümü veren malign hastalıklar ile karşılaşılabilmektedir. Bu yazıda, 

nefes darlığı ve öksürük şikayeti nedeniyle incelenip interstisyel akciğer hastalığı 

ön tanısı konulan bir hasta sunulmaktadır. Tanıyı kesinleştirmek için yapılan kon-

vansiyonel girişimlerde kesin tanıya ulaşılamadığından videotorakoskopik paran-

kim biyopsisi yapılmış ve patolojik inceleme sonucu müsinöz adenokarsinom ta-

nısı konmuştur.

Anahtar Kelimeler

Akciğer; İnterstisyel Hastalık; Adenokarsinom

Abstract

Diffuse interstitial lung disease is the name for large group of diseases that in-

cluding many pulmonary pathology which affects to interstitial and alveolar com-

partments. These titles rarely seen in the carcinomatous formations seeing in 

this radiological view. A case is reported that the patient has been examined 

because of suffering from shortness of breath and cough, and pre-diagnosed 

with interstitial lung disease, in this article. Parenchymal biopsy was performed 

videothoracoscopy in that definitive diagnosis could not be reached in the end 

of conventional explorations. Pathological result reported as primary mucinous 

adenocarcinoma of lung.

Keywords

Lung; Interstitial Disease; Adenocarcinoma.
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Giriş
Primer akciğer karsinomları çok geniş bir radyolojik görünüm 
yelpazesinde karşımıza çıkabilmektedir [1]. Ancak bilateral re-
tikülonodüler tutulum şeklinde, interstisyel akciğer hastalığı 
(İAH) izlenimi veren bir görünümde olmaları alışılagelmiş bir du-
rum değildir. Bilindiği gibi interstisyel akciğer hastalıkları başlı-
ğı altında özellikle radyolojik olarak birbirine benzerlik gösteren 
birçok hastalık gruplandırılmaktadır [2,3]. Bu başlıklar içerisin-
de karsinomatoz oluşumlar nadir de olsa görülebilmektedir. Bu 
tür durumlarda ayrıcı tanıya gitmek, hastaların definitif tedavisi 
için önemlidir. Bu yüzden hastalara en doğru ve en hızlı şekilde 
sonuç verecek tanısal yöntem seçilmelidir. Bu yöntemlerden biri 
de videotorakoskopik cerrahi (VATS)’dir. Bu yazıda, İAH ön tanı-
sı ile izlenen, ancak VATS ile biyopsi sonucunda primer akciğer 
karsinomu tanısı alan bir olgu sunulmaktadır. 

Olgu Sunumu
Nefes darlığı ve öksürük şikayeti bulunan 64 yaşındaki kadın 
hastanın fizik muayenesinde bilateral akciğerlerde raller duyul-
du. Bunun dışında anlamlı bir fizik muayene bulgusu yoktu. FEV1 
değeri 1820 ml (%72) olan hastanın arterial kan gazı değer-
lerinde hipoksi izlenmedi. Biyokimyasal tetkiklerinde patolojik 
bulgu saptanmadı. Sigara ve alkol kullanımı, allerji öyküsü bu-
lunmayan olgunun radyolojik incelemelerinde, akciğer grafisin-
de bilateral retikülonodüler patern (Şekil 1) izlendi. Yine toraks 
bilgisayarlı tomografisinde de bilateral akciğerlerde interlobü-
ler septal kalınlaşmalar ve multipl nodül formasyonları (Şekil 2) 
mevcuttu. 
Bu bulgular eşliğinde İAH ön tanısı alan hastaya yapılan bron-
koskopi ile kesin tanıya ulaşılamadığından VATS ile parankim 
biyopsisi planlandı. Hastanın pre-operatif BT değerlendirmesin-
de diffüz bir tutulum söz konusu olduğu ve belirgin bir özellik arz 
eden nodül formasyonu görülmediğinden hastaya sağ akciğer 
alt lob süperior segmentten parankimal biyopsi uygulandı. Pos-
toperatif komplikasyon gelişmedi. Hasta üçüncü gün eksterne 
edildi. Patoloji preparatlarının incelenmesi sonrasında interstis-
yel akciğer hastalıklarına ait bir bulguya rastlanılmadı. İleri ince-
lemelerde sitokeratin 7 (+), sitokeratin 20 (-) olarak saptanma-
sı üzerine hasta “primer akciğer müsinöz adenokarsinomu” ta-
nısı aldı. Akciğerde oluşan tüm patolojinin müsinöz adenokarsi-
nom tarafından oluşturulduğu anlaşıldı (Şekil 3). Göğüs hastalık-
ları hekimlerince hastaya kemoterapi başlandı.

Tartışma
Halen dünyada mortaliteye en fazla yol açan kanser türü olan 
primer akciğer karsinomlarının tanısında radyolojik görüntüle-
me ilk basamaktır. Milimetrik boyutlu bir nodül ile tüm paranki-
mi kaplamış bir kitle şeklinde karşımıza çıkan bu yelpazede nadir 
de olsa bilateral diffüz parankimal tutulumlar da görülebilmek-
tedir. İşte bu gibi bir durumda tanıya yaklaşımda gecikmeler ya-
şanabilmekte ve tedavi sürecinde geç kalınmaktdır.
Özellikle kaviter lezyonlar ile diffüz parankimal tutulum göste-
ren lezyonlar, süpüratif parankim hastalığı veya İAH ile karışa-
bilmektedir. Özellikle İAH gibi benzer klinik ve radyolojik özellik-
lere sahip çeşitli hastalık alt gruplarının ayrıcı tanısında ayrıntılı 
anamnez (çevresel maruziyet), radyolojik görüntüleme, balgam 
analizi, serolojik testler, solunum fonksiyon testleri, bronkosko-
pi ve bronkoalveoler lavaj, transbronşial akciğer biyopsisi kulla-
nılan yöntemlerdir [2,3]. Tüm bunlara rağmen kesin tanıya ulaş-
mada geciktirilmeden doku tanısına gidilmelidir. 
Olgumuzda da tanıya yönelik yapılan işlemlerde bir sonuca va-
rılamamış ve hastaya VATS ile parankim biyopsisi uygulanmış-
tır. Patolojik inceleme sonucunda primer akciğer müsinöz ade-
nokarsinomu (sitokeratin pozitif) tanısı konmuştur. Bununla ilgi-
li olarak yapılan bir araştırmada Mutton ve ark. deskuamatif in-
terstisyel pnömoni ile akciğer adenokarsinomu ayırıcı tanısında 

Şekil 1. Akciğer grafisinde bilateral retikülonodüler patern.

Şekil 2. Toraks bilgisayarlı tomografisinde de bilateral akciğerlerde interlobüler 
septal kalınlaşmalar ve multipl nodül formasyonları.

Şekil 3. Patolojik görüntü; preparatın tamamı tümörden oluşmaktadır.
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sitokeratin pozitifliğinin önemine işaret etmektedirler [4].
Bilindiği gibi akciğer adenokarsinomlarının sınıflandırmasında 
onkoloji, cerrahi, radyoloji ve özellikle moleküler biyoloji alanın-
daki gelişmeler, daha ayrıntılı ve prognostik belirleyiciliğe sa-
hip bir sınıflama gerekliliğini ortaya koymuştur. Bu amaçla yapı-
lan çalışmalarda tümörün özellikle invazyon durumu göz önüne 
alınarak yeni bir sınıflama oluşturulmaya çalışılmıştır. Böylelikle 
adenokarsinom sınıflaması üç ana başlık altında toplanarak pre-
invaziv lezyonlar, invaziv adenokarsinom ve invaziv adenokarsi-
nom varyantları olarak sınıflandırılmıştır. Buna ek olarak yeni sı-
nıflandırmanın en önemli amacı histolojik subtiplerin kompleks 
heterojen karışımlarından oluşan adenokarsinomların tanımlan-
masına ortak pratik bir yol bulunması olmuştur. Histolojik sub-
tiplerin kapsamlı tanımlanması yeni sınıflandırmada en önemli 
değişiklik olarak dikkat çekmektedir [5]. Olgudaki tanı daha önce 
bronkoalveoler adenokarsinom olarak tanımlanırken bu alt sınıf 
değiştirilmiş ve adenokarsinoma in-situ, minimal invaziv adeno-
karsinoma, lepidic predominant adenokarsinoma, invaziv musi-
nöz adenokarsinoma adı altında daha spesifik alt gruplara ay-
rılmıştır.
VATS’ın parankim biyopsisinde tanı etkinliğinin %95-100, komp-
likasyon oranının %10, mortalite oranının %0-1 civarında oldu-
ğu bildirilmektedir [6,7,8]. Özellikle VATS konusunda yeni gelişti-
rilen teknikler ile tek porttan girişim yapılabilmekte ve hastaya 
minimal cerrahi stress yaşatılmaktadır [9]. Tanı konamayan bu-
nun gibi durumlarda beklenmeden VATS ile parankim biyopsisi-
nin olası gecikmeleri önleyebileceği kanısındayız. 

Çıkar Çakışması ve Finansman Beyanı
Bu çalışmada çıkar çakışması ve finansman destek alındığı be-
yan edilmemiştir.
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Özet

Kauda ekuina sendromu, kauda ekuinaya bası sonucu, idrar ve/veya anal sfinkter 

fonksiyon bozukluğu ile giden, bilateral siyatalji ağrısı ve bilateral kuvvet ve duyu 

kaybı olan nörolojik bir tablodur. Etyolojide lomber disk hastalığı, spinal dar kanal, 

tümör, hematom, fraktür, infeksiyon ve ankilozan spondilit yer alır. Spinal epidu-

ral hematom, lomber spinal cerrahi sonrasında sık görülen komplikasyonlar ara-

sında yer alır. Ancak vakaların çoğu asemptomatik olup, klinik karşılığı yoktur. Pos-

toperatif dönemde gelişen semptomatik spinal epidural hematom, ciddi bir komp-

likasyon olup, kalıcı nörolojik defisite engel olmak amacıyla acil cerrahi mudaha-

le gerektirir.

Anahtar Kelimeler
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Abstract

Cauda equina syndrome is a neurological disorder defined by urinary and/or anal 

sphincter dysfunction, bilateral sciatica and bilateral motor and sensory deficits. 

Regarding the etiology, lumbar disc disease, spinal stenosis, tumors, haematomas, 

fractures, infectious diseases and ankylosing spondylitis are pathologies causing 

this syndrome. Spinal epidural haematomas are common amongst complications 

after spinal surgery. However the majority of these cases are asymptomatic, thus 

having little clinical importance. Symptomatic postoperative spinal epidural hae-

matomas is a serious complication, and in order to prevent permanent neurologic 

deficit it requires urgent surgical intervention. This article aims to present the 

case of a patient with a spinal epidural haematoma after spinal stenosis surgery, 

causing cauda equina syndrome.
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Introduction
Cauda equina syndrome is a neurological disorder defined by 
urinary and/or anal sphincter dysfunction, bilateral sciatica 
and bilateral motor and sensory deficits. Regarding the etiol-
ogy, lumbar disc disease, spinal stenosis, tumors, haematomas, 
fractures, infectious diseases and ankylosing spondylitis are 
pathologies causing this syndrome [1]. Asymptomatic spinal 
epidural haematoma after lumbar spinal surgery are frequent 
[2], although a haematoma causing cauda equina syndrome is 
rare [3]. This article aims to present the case of a patient with a 
spinal epidural haematoma after spinal stenosis surgery, caus-
ing cauda equina syndrome.

Case Report
A 74 years old woman suffering from severe back pain and bi-
lateral sciatica is admitted to our clinic. Patient’s history re-
vealed that her complaints had exagereted in the last month 
and that she didn’t relived dispite opioid group painkillers ad-
mitted on various other medical centers. The pain caused by 
walking and painless walking distance shorter than ten meters 
are considered as neurogenic claudication. Physical examina-
tion findings were anthropiod posture, no motor deficits, bilat-
eral L5/S1 dermatomal hypoesthesia and bilateral hypoactive 
Achilles reflexes. Lumbar spinal MRI showed spinal canal steno-
sis at L3/L4 and L4/L5 levels and lumbar scoliosis. Myelography 
confirmed the findings as well as showing a full blockage at L3/
L4 level. A surgical treatment of fixation via bilateral L3, L4, L5 
transpedicular screw-rod instrument system + decompression 
via L3, L4 total laminectomies and flavectomies is planned and 
perfomed according to the plan without any serious peropera-
tive complication.
Postoperative and preoperative neurologic examination had no 
significant difference. Postoperatively the patient is monitored 
in the intensive care unit for one day and then transferred to 
the neurosurgery inpatient clinic. Urinary catheter is withdrawn 
and urinary incontinence has been detected. New neurologic 
examination revealed urinary and fecal incontinence accompa-
nied by a complete motor function loss of L4 and below levels. 
An urgent lumbar MRI revealed a massive haematoma on the 
surgery region compressing spinal cord (Figure 1). The patient 
underwent urgent haematoma evacuation surgery. The patient 
received physical treatment and rehabilitation postoperatively. 
After a treatment of 6 weeks, muscle strenghts of the hip flex-
ors and knee extensors were 5/5 and of the big toe dorsiflexors 
and ankle plantar flexors were 4/5. The patient had urinary but 
no gaita incontinence.

Discussions
Spinal epidural haematomas (SEH’s) are common amongst 
complications after spinal surgery. However the majority of 
these cases are asymptomatic, thus having little clinical im-
portance. Even though the incidence of asymptomatic SEH’s is 
reported 33 – 100 % in the literature [2], the incidence of those 
requiring surgical evacuation is reported as low as 0,1 – 3% 
[3]. Symptomatic postoperative SEH is a serious complication, 
and in order to prevent permanent neurologic deficit it requires 
urgent surgical intervention. Consequently proceeding with 
caution in the postoperative period, and acting quickly when 
signs of cord compression are detected is vital. In the literature 
some case reports of cauda equina syndrome caused by SEH 
are available [4,5].
Aiming to prevent SEH, some risk factors have been identified. 
Nevertheless there is not a full consensus about the list. Age 
over 60 years, preoperative nonsteroidal anti-inflammatory 
drug use and Rh + blood type are reported as preoperative as 
risk factors; five or more spinal levels undergoing surgery, one 
litre or more peroperative bleeding and preoperative hemoglo-
bin level below 10 g/dL are reported as peroperative risk fac-
tors [5,6]. Besides this list as risk factors, some articles report 
only multilevel interventions and preoperative coagulopathy as 
SEH risk factors [7]. Widespread opinion in daily neurosurgical 
practice not just for spinal surgery but for all kind of surgi-
cal procedures is that the transfusion of fresh frozen plasma, 
platelet suspensions and autotransfusion preparates reduces 
the risk of postoperative bleeding. However, studies on the 
use of these blood derivates report no risk reduction [5]. The 
authors support the opinion that avoiding excessive blood loss 
especially for multilevel spinal surgeries and for patients aged 
over 60 years old is essential.
Drain use is another controversial issue in neurosurery practice. 
Our tendency is to use drains especially when patients have 
predictable risk factors such as diagnosed coagulopathy, ad-
vanced age and a large incision. Particularly for patients un-
dergoing surgeries including multilevel laminectomy and spinal 
instrumentation which generally require an extensive incision, 
SEH originating from paravertebral muscle bleeding is likely [7]. 
Nevertheless, studies report that the use of drainage do not 
increase SEH risk [5,6,7] and also increase the risk of infection 
when left more than one day in the operation region [8].
In this paper, a case with postoperative SEH that caused cauda 
equina syndrome is presented. Most of the the risk factors de-
scribed in the literature such as advanced age, a multilevel spi-
nal surgery, a peroperative blood loss of more than 1 L, and a 
postoperative hemoglobin level under 10 g/dL were present in 
the patient. The subfacially placed drain, also consistent with 
the literature, did not prevent postoperative SEH.

Conclusion
Symptomatic SEH after spinal surgery is a rare but serious 
complication that can cause neurological deficits. Due to the 
need for an urgent surgical intervention, in terms of postopera-
tive follow up, patients should be monitored carefully for cord 
compression findings and diagnostic procedures should be per-
formed in the shortest possible time interval when necessary.

Figure 1. Postoperative SEH sagittal MRI.
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Özet

Gebelik sırasında sakroiliak eklem straini ve septik sakroiliite predispozisyon yara-

tan birtakım değişiklikler oluşur. Bu yazıda postpartum dönemde akut inflamatu-

ar sakroiliit saptanan HLA B27 pozitifliği bulunan ve klinik izlem sürecinde psöria-

tik artrit tanısı konan bir olguyu tanımladık. Postpartum bel ağrısında inflamatuar 

sakroiliitin ayırıcı tanılar arasında yer alması gerektiğini vurgulamayı hedefledik.

Anahtar Kelimeler

Sakroiliit; Postpartum; Bel Ağrısı

Abstract

During the pregnancy several changes occur in sacroiliac joint and pelvis which 

may predispose for sacroiliac joint strain and septic sacroiliitis. We describe a 

case of acute inflammatory sacroiliitis in a patient with HLA B27 positivity during 

postpartum period, and diagnosed psoriatic arthritis during the follow up period. 

We aimed to emphasize that inflammatory sacroiliitis should take place whithin 

differantial diagnose of postpartum low back pain. 
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Introduction
During the pregnancy several changes occur in sacroiliac joint 
and pelvis which may be predisposing factors for sacroiliac 
joint strain and septic sacroiliitis [1]. 
Psoriatic arthritis is an inflammatory arthritis associated with 
psoriasis. Hereby we report postpartum acute inflammatory 
sacroiliitis in human leukocyte antigen HLA B-27 positive pa-
tient who had not experienced low back or hip pain associated 
with spondyloarthritis in her history and diagnosed psoriatic 
arthritis (PsA) during clinical follow up period.

Case Report
22 year old female patient presented with low back pain since 
15 days. The low back pain had began acutely, involving bilat-
eral buttock. She described marked morning stiffness lasting 
3 hours since 2 weeks. She had an history of labour by cae-
sarean section 2 months ago. There were no trauma, inflama-
tory low back pain, systemic infection, urethritis, skin lesions, 
uveitis, conjunctivitis and gastrointestinal symptoms in her his-
tory. The family history was negative for rheumatic diseases. 
She had no smoking history. In physical examination, bilateral 
sacroiliac compression and Geanslen tests were positive. Palpa-
tion of sacroiliac joints were exquisitely painfull to direct pres-
sure. Back pain assessed on a visual analog scale (VAS) as 9. 
Systemic examination and cervical, thoracal, lumbar spine and 
peripheral joint examination was unremarkable. 
In laboratory examination serum C-reactive protein (CRP) was 
6,02mg/L   (Normal range 0-5mg/L), hemoglobine was 11,4 g/
dL (Normal range 12-15,5 g/dL), erytrocyte sedimentation rate 
was 70 mm/h (Normal range 0-20 mm/h), white blood cell count 
was 10100/mm³ (Normal range 3500-10500/mm³) (Table 1). 
Urine test was unremarkable. Brucella agglutination test was 
negative. The patient was HLA-B27 positive. 
Plain radiograph of sacroiliac joint revealed bilaterally definite 
sclerosis on both sides of joint and we considered as grade 3 
sacroiliitis (Figure 1).
Magnetic resonance imaging of sacroiliac joint showed bone 
narrow edema of sacroiliac joint  associated with bilateral sac-
roiliitis that is more marked on right side (Figure 2).
Sulphasalazine treatment 500 mg twice a day and ibuprofen 
1200 mg daily started. After second week, pain on VAS was 
50 mm. In laboratory examination serum C-reactive protein 

(CRP) was decreased to 3,19 mg/L, erytrocyte sedimentation 
rate was 39 mm/h. At the third follow up she reported neither 
low back, hip pain nor  morning stiffness. By the end of one 
year she had not reported inflammatory low back,  hip pain or 
peripheral arthitis but physical examination realized red squa-
mous plaques on her abdominal skin and scalp covered with 
white scales. We consultated with dermatology clinic and she 
had diagnosed as psoriasis. She was stil under treatment of 
non-steroidal antiinflammatory drugs.

Discussion
Hereby we reported a  HLA B 27 positive patient with acute 
inflammatory sacroiliitis during late postpartum period. She did 
not describe any symptoms of low back, hip pain, peripheral 
arthritis or skin lesions associated with spondiloarthritis in her 
history. In this report we aimed to emphasize that, sacroiliac 
mechanical stress during delivery may have a triggering a role 
in inflammatory sacroiliitis due to PsA pathogenesis when ge-
netical predispositional factors were present.
Postpartum period is consisted of three phases.  The initial or 
acute period involves the first 6–12 hours after delivery.  The 
second phase is the subacute postpartum period, which lasts 
2–6 weeks.  The third phase is named as the delayed postpar-
tum period, which can last up to 6 months [2] 
Symptoms associated with PsA are appeared initially after the 
2 months period of time after the delivery, so she was in the 
delayed postpartum period which is the period of recovering 
period.
In literature four cases were reported with inflammatory sacroi-
liitis in postpartum  period but all were HLA B-27 negative and 
all were in a few days after the delivery [1]. The relaxation of 
pelvic joint may be responsible from sacroiliac joint strain and 
a secondary inflammatory process had been occured secondary 
to mechanical stress [1]. Postpartum inflammatory sacroiliitis 
may be a self limiting condition and usually resolve in a period 
of few months but clinical follow up must be more intense when 
HLA B27 positivity present. Recently Mahovic et al. reported a 
case of pregnancy related posterior pelvic girdle pain during 
early postpartum period in a patient who has treated succes-
fully with analgesics and physical therapy. Unlike our report the 
patient was HLA B27 negative, and she suffered from mostly 
mechanical charecteristics of pain, and at the end of 2 months Figure 1. Bilaterally derrangement and sclerosis on both sides of sacroiliac joint

Figure 2. Bilaterally asymmetric sacroiliitis seen in magnetic resonance imaging
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her symptoms were relieved [3]. Unlike previous report, our case 
experienced pain with inflammatory charecter, and she was 
HLA B27 positive. The psoriatic skin lesions detected during the 
follow up process encouraged our diagnose of PsA.
As the retrospective analysis indicated onset of Ankylosing 
Spondylitis (AS)  is closely related to pregnancy and delivery, our 
patient presented with low back pain began 2 months after the 
delivery. Pelvic stress during pregnancy and parturition may be 
effective on the onset of symptoms when genetic predisposi-
tion exist. Increased pelvic stress during pregnacy and delivery 
may contribute patient’s symptoms and onset of inflammatory 
sacroiliitis [4]. The distinctive feature of our patient is, first clin-
ical signs of inflammatory sacroiliitis started in late postpartum 
period and the occurance of psoritaic lesions about a year after 
the onset of inflammatory low back pain.  Genetical predisposi-
tion additional to mechanical factors may lead to first flare up 
of spondyloarthritis. To our knowledge this is the first report 
that described inflammatory postpartum sacroiliitis with HLA 
B27 positivity and diagnosed psoriatic spondyloarthritis after 
long period of time. However onset of psoriatic arthritis is more 
common after a period of time psoriatic skin lession occur, our 
report is interensting that of spondyloarhtritic symptoms over-
lap during the period of late postpartum stage, and onset of 
skin lesions occured 1 year after the sacroiliitis. Mechanical 
factors associated with gestational period with presence of ge-
netical predisposition to pseuriasis and spondyloarthritis may 
be responsible of this clinical condition.
The most important differantial diagnose in postpartum sac-
roiliac joint pain in pyogenic sacroiliitis. We did not have per-
formed sacroiliac joint culture because there were no systemic 
signs of infection in our patient and we achieved good response 
to sulphasalazine and non-streoidal antiinflammatory medica-
tion. Also HLA-B 27 positivity confirmed our sacroiliitis diag-
nose associated with spondyloarthritis.
The other underlying cause of pelvic pain during peripartum pe-
riod is strain of ligaments in the pelvis and lower spine resulting 
from a combination of damage to ligaments, hormonal effects, 
muscle weakness, and the weight of the fetus. Peripartum pel-
vic pain was associated with twin pregnancy, first pregnancy, 
higher age, larger weight of the baby, forceps or vacuum ex-
traction, fundus expression, and a flexed position of the woman 
during childbirth and a negative association was observed with 
cesarean section [5]. In our patient clinics the complaint of low 
back or pelvic pain during postpartum period is not uncommon. 
However the sacroiliac joint strain or lomber strain is the most 
frequent diagnose, the physician must be in suspicion of in-
flammatory or pyogenic sacroiliitis as well. The onset of back 
pain during the postpartum period may be the first symptoms 
of spondyloarthritis.
Plasma concentrations of cytokines have been shown to change 
during pregnacy. Gestational increase of cytokine inhibitors in-
terleukin 1 receptor antagonist (IL-1ra) and soluble tumor ne-
crosis factor receptor (sTNFR) in the circulation is comply with 
low disease activity in RA and AS patients [6]. The decraesed 
levels of IL-1ra and sTNFR concentration during postpartum 
period may be responsible for exacebating disease activity. 
Our patient’s onset of symptoms may be associated with the 
decreased level of antiinflammatory cytokines in plasma ad-

ditional to mechanical stress. The influence of hormones and 
cytokine levels on disease activity in patients with spondyloar-
thritis, especialy with  pregnant patients with psoriasis must be  
an issue for further study. 
It has been defined that trauma, mechanical stress are prevel-
ant in psoriatic arthritis. In one study 8% of patients with PsA 
experienced trauma history within 3 months before onset of 
the disease while this ratio is only 2% in patients with RA [7]. 
Biomechanical stress may lead microtrauma, with activation of 
stress genes and upregulation of adhesion molecules. McGona-
gle et al assumed that, in patients, those with HLA B27 antigen, 
microtrauma or microbial factor at the diseased site upregu-
late the proinflammatory cytokines, and homeostasis may shift 
from repair to inflammation [8]. The third stage of postpartum 
period (6 weeks-6 months) is the time of restoration of muscle 
tone and connective tissue to the prepregnant state [2]. The 
repairing process may have been shifted to inflammation and 
initiated the inflammatory sacroiliitis associated with PsA, with 
the presence of HLA B27 positivity. Postpartum initiation of 
sacroiliitis in addition to mechanical stress of sacroiliac joints 
during pregnancy, and delivery can suggest, posttraumatic-on-
set PsA in our patient.
In conclusion inflammatory sacroiliitis may be the cause of low 
back pain during postpartum period, and the mechanical stress 
due to sacroiliac joint may lead inflammatory reaction trigger-
ing sacroiliitis, associated with PsA. 
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Özet

Üriner sistemin en sık konjenital anomalisi üreter duplikasyonudur. Üreter dup-

likasyonu tamamıyla ayrı üreterden bifid pelvise kadar değişim göstermektedir. 

Rapor edilen insidans otopsi serilerinde %0.8, pyelografi incelemelerinde %40’a 

kadar değişmektedir. Tek taraflı form bilateral olana göre 6 kez daha sık gelişir, 

sol ve sağ taraf eşit olarak tutulur. Bilinen taş hastalığı olmayan 37 yaşında er-

kek olgu 3 saattir süren sağ yerleşimli kolik ağrı ile üroloji bölümümüze başvurdu. 

Ultrasonografi ve Bilgisayarlı Tomografi (BT) yapıldı. Biz parsiyel çift lümenli dis-

tal üreterin radyolojik bulgularını gösterdik. Bizim bilgilerimize göre, bu literatür-

de daha önce rapor edilmemiştir. 

Anahtar Kelimeler

Üreter; Çift Lümen; Radyoloji; Bulgular

Abstract

Ureter duplication is the most common congenital anomaly of the urinary system. 

Ureteral duplication varies from a bifid pelvis to completely separate ureters. The 

reported incidence varies from 0.8% in an autopsy series, to 40% in a pyelography 

review, and displays a wide spectrum of imaging findings . The unilateral form 

occurs about 6 times more commonly than the bilateral form, with the left and 

right sides being almost equally involved. A 37 year old male with no previous 

history for stone disease presented to the urology department with right sided 

colicky pain for three hours. Ultrasonography and Computurized Tomography (CT) 

were performed. We demonstrated radiologic findings of distal ureter with par-

tially double lumen. According to our knowledge, it has not been reported in the 

literature previously.
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Introduction
Ureter duplication is the most common congenital anomaly 
of the urinary system. Ureteral duplication varies from a bifid 
pelvis to completely separate ureters. The reported incidence 
varies from 0.8% in an autopsy series, to 40% in a pyelography 
review, and displays a wide spectrum of imaging findings [1-2].
The unilateral form occurs about 6 times more commonly than 
the bilateral form, with the left and right sides being almost 
equally involved [3].
We demonstrated radiologic findings of distal ureter with par-
tially double lumen. According to our knowledge, it has not been 
reported in the literature previously.

Case Report
A 37 year old male with no previous history for stone disease 
presented to our hospital with right sided colicky pain for three 
hours. Ultrasonography revealed dilatation of the collecting 
system of the right kidney. The patient was admitted to the 
urology department since his pain did not respond to initial 
analgesic treatment. He was treated with parenteral narcotic 
analgesics and hydration. Non-contrast CT revealed a 4 mm 
stone in the right lower ureter. The patient was discharged 
with oral medication after his pain subsided for a trial of spon-
taneous passage. Two days later, he came back to the urol-
ogy department with colicky pain. At this time, non-contrast 
CT showed that the stone was still in the right lower ureter. 
Thus, a decision was made for ureteroscopic removal. At right 
sided ureteroscopy the stone was located at the lower ureter 
and was removed with basket catheter. After the stone was 
removed it was seen that the ureteral lumen divided into two 
separate channels proximal to the location of the stone. Retro-
grade ureteropyelography was performed which showed that 
approximately 3 centimeters of lower ureter had double lumina 
which joined both proximally and distally. The remaining parts 
of the ureter and pyelocalyceal system were normal. No fur-
ther interventions were performed. The patient was completely 
symptom-free after the operation and was discharged on post-
operative day one. Intravenous pyelography was performed one 
month after surgery which showed similar findings with retro-
grade ureteropyelography (Figure 1A and1B)

Discussion
The unilateral ureter duplications are the most common anom-
aly of the urinary system. The unilateral form occurs about 6 
times more commonly than the bilateral form, this anomaly are 
seen equally in the left and right sides [3].
It presents complete or incomplete ureteric duplication. Incom-
plete duplication is three times more common than complete 
duplication, which are 500 people [4].
The ureteric orifices are characteristically inverted, in relation 
to the renal unit they drain. The ureter of the lower renal unit 
drains to the normal ureteric insertion, while the ureter of the 
upper renal unit drains ectopically [5].
Our patient had unilateral ureter duplication. Interestingly, sin-
gle ureter lumen was separated into pieces lumen in the distal 
ureter and then it was fused at end of the split, which located 
distal of the 3-4 cm. There was one ureter opening to bladder.
Unfortunately, there is small amount of information about ure-

ter development and these knowledges base on speculative the-
ories related the molecular mechanism of smooth muscle cell 
and urethelial differentiation. Morphologically, the ureter begins 
as a simple cuboidal epithelial tube surrounded by loose mes-
enchymal cells, which acquires a complete lumen at 28 days of 
gestation in humans. It was suggested that the developing ure-
ter undergoes a transient luminal obstruction between 37 and 
40 days and subsequently recanalizes[6]. It appears that this 
recanalization process begins in the midureter and extends in 
a bidirectional manner both cranially and caudally. In addition, 
another source of physiologic ureteral obstruction may exist as 
Chowilla’s membrane, a two-cell-thick layer over the ureteric 
orifice that is seen between 37 and 39 days of gestation [7]
In our patient, the partial duplication of the ureteral lumen 
might have been caused by intraluminal attachments’ formed 
during the recanalization process.
These patients may be accompanied by other ureteral anoma-

Figure1. (A,B) intravenous urography shows right ureter with partially double lu-
men (arrows) and shows normal left ureter and bladder.

A

B
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lies such as ectopic ureter and have an increased risk of de-
veloping urinary tract infection, pain, hydronephrosis and stone 
formation. Incomplete duplication is most often associated with 
ureteroureteral reflux or ureteropelvic junction obstruction of 
the lower pole of the kidney. Complete duplication is most often 
associated with vesicoureteral reflux, ectopic ureterocele, or ec-
topic ureteral insertion, all of which are more common in girls 
than in boys. Vesicoureteral reflux affects the lower pole and can 
be outgrown, as in no duplicated systems [8]
Similarly, our patient had pain and stone formation. In conclu-
sion, we want to report radiologic findings of distal ureter with 
partially double lumen. To the best our knowledge, there are no 
published in the literature previously.
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